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La dystrophie musculaire de Duchenne (DMD) est caractérisée par un
affaiblissement progressif des muscles et l’apparition de contractures. Ce sont les deux
facteurs principaux qui conduisent à la perte de la capacité de marcher chez les enfants
atteints de cette maladie. Toutefois, le rôle de ces facteurs lors de la marche n’est pas
établi précisément. L’objectif général de la thèse était de quantifier les moments passifs de
flexion à la hanche et à la cheville et de déterminer leur contribution aux moments nets de
flexion produits lors de la marche chez des enfants atteints de DMD. L’hypothèse générale
stipulait qu’en raison de la présence de contractures en flexion à la hanche et à la cheville,
les moments passifs en flexion seraient plus élevés chez les enfants atteints de DMD que
chez des enfants en santé. Aussi, la contribution des moments passifs aux moments nets
de flexion produits lors de la marche serait plus importante chez les enfants
dystrophiques.
Onze enfants atteints de DMD et quatorze enfants en santé ayant les mêmes
caractéristiques anthropométriques ont participé à l’étude. Les procédures expérimentales
ont été conduites au laboratoire de pathokinésiologie de l’institut de réadaptation de
Montréal. La marche des enfants ainsi que les moments de forces passives de flexion à la
hanche et à la cheville ont été évalués, lors d’une même session expérimentale, à l’aide
d’un système d’analyse de mouvement combiné à des plateformes de forces.
Le premier objectif de la thèse était de comparer les profils de marche des enfants
atteints de DMD à ceux d’enfants en santé afin de déterminer si les changements
observés étaient dus à l’effet de la maladie ou à celui de la vitesse de marche, qui est
moindre chez les enfants dystrophiques. Les résultats ont indiqué que les enfants atteints
de DMD avaient une enjambée plus courte, une amplitude en extension réduite à la
hanche et des moments nets en extension à la hanche, au genou et à la cheville inférieurs
à ceux des enfants en santé. L’analyse des centres de pression et des forces de réaction
du sol a permis d’expliquer certaines différences, dont l’intensité des moments et
iv
l’inversion de ceux-ci, chez certains enfants dystrophiques. Des différences ont aussi été
observées dans les profils de puissances musculaires et dans le décours temporel de
certaines variables de la marche. Ces changements n’étaient pas attribuables à l’effet de
la vitesse de marche, mais à la faiblesse musculaire provoquée par la maladie. Le
deuxième objectif de l’étude visait à mesurer les moments passifs de flexion à la hanche
et à Ta cheville et de déterminer si, en raison de la présence de contractures, ces moments
de force étaient plus élevés chez les enfants atteints de DMD. Étant donné que les enfants
dystrophiques n’étaient pas contracturés à la hanche, les résultats n’ont pas montré de
différence entre les deux groupes d’enfants dans les valeurs de moments passifs de
flexion. À la cheville, la présence de contractures en flexion plantaire chez les enfants
atteints de DMD est reflétée par un coefficient de rigidité qui était plus élevé chez ces
enfants. Le troisième objectif était d’estimer la contribution des moments passifs aux
moments nets de flexion produits à la hanche et à la cheville lors de la marche. À la
hanche, les résultats ont révélé un apport important des moments passifs aux moments
nets de flexion chez les deux groupes d’enfants. Par contre à la cheville, une contribution
plus élevée des moments passifs de flexion plantaire a été observée chez les enfants
atteints de DMD à la fin de la phase d’appui.
Les résultats de cette thèse confirment que certains changements observés chez
les enfants dystrophiques lors de la marche sont attribuables aux déficiences associées à
la maladie, soit la faiblesse et les contractures en flexion plantaire. Par ailleurs, la raideur
à la hanche n’est pas aussi importante que prévu chez les enfants dystrophiques évalués.
Les résultats de nos travaux suggèrent que dans les premiers stades d’évolution de la
maladie, les moments de forces passives, associés ou non à la présence de contractures,
ne nuisent pas à la marche des enfants dystrophiques.
Mots-clés Dystrophie musculaire de Duchenne, faiblesse, contracture, marche,
cinématique, cinétique
VSummary
Muscle weakness and joint contractures are the major impairments that affect the
locomotor system cf children with Duchenne muscular dysttophy (DMD). These
impairments contribute to the loss cf autonomous ambulatory capacity in these chiidren.
However, the interaction between muscle weakness and contractures during gait is not
clearly understood. We believe that in the early stages cf the disease, passive moments
produced by joint contractures could potentially compensate for muscle weakness, and
therefore be beneficial to the gait of these chiidren. The main objective of this study was to
quantify the contractures experimentally and subsequently, estimate their mechanical
contribution to the net moment production during the gait of children with DMD.
A group of eleven children with DMD and fourteen heathy chiidren were evaluated
at the pathokinesiology laboratory located at the Montreal Rehabilitation lnstitute.
Kinematic and kinetic variables were measured with a 3D motion analysis system
combined with force plates. The experimentation was conducted on the same day and
under the same experimental conditions during the gait and during the dynamometric
passive flexion moments assessments.
The first objective was to compare the gait patterns of DMD children to those of the
control children while considering the effect cf gait velocity. The results revealed
differences in some gait parameters regardless of the gait velocity comparison: the DMD
children had a shorter step length, decreased hip extension angle and lower hip, knee and
ankle extension moments. The lower moments observed were explained by force plate
and center of pressure data analyses. These results suggest that most of the modifications
observed in the DMD children’s gait pattern are not related to the effect cf gait velocity but
appear to be disease-specific.The second objective was to quantify passive flexion
moments that may be associated with the presence cf hip and ankle flexion contractures.
The results demonstrated that since the DMD children did not have contractures at the hip,
no significant group differences in hip flexion passive moment were observed. At the ankle
o
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the presence of plantar flexion contractures in children with DMD was reflected by a higher
rigidity coefficient value. The third objective was to estimate the contribution of the passive
moment to the net flexion moment produced at the hip and ankle joints during gait. The
results indicated that the contribution of the hip passive moment to the net flexion moment
is worth noting in both groups of children. At the ankle, the contribution of the passive
moment to the net plantar flexion moment was higher for DMD children at the end of the
stance phase of the gait cycle.
In general, the results confirmed that DMD chiidren evaluated in this study show
gait adaptations that are associated with the effects of the disease. In addition, these
results support that the passive moments, whether associated with the presence of
contractures or not, can assist DMD children with gait in the early stages of the disease
evolution.
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eChapitre 1: Introduction
Les dystrophies musculaires sont un groupe de maladies héréditaires qui
provoquent un affaiblissement progressif des muscles. La forme de Duchenne, l’une des
plus sévères, atteint principalement les garçons. Selon Dystrophie Musculaire Canada,
son incidence serait de I cas sur 3500 nouveaux nés et sa prévalence serait de 3 cas sur
100 000 habitants. Le caractère pathologique de cette myopathie se traduit par l’absence
d’une protéine musculaire, la dystrophine, responsable de la stabilité et de l’intégrité de la
membrane de la cellule musculaire. Sans cette protéine, une dégénérescence progressive
des muscles squelettiques et du muscle cardiaque est observée ce qui amène le déclin du
statut fonctionnel des enfants. Ces derniers perdent leur capacité ambulatoire autonome
vers l’âge de dix ans.
Le confinement prématuré au fauteuil roulant n’est aucunement souhaitable
compte tenu des effets néfastes de l’immobilisation sur la santé psychologique et physique
des enfants. Ainsi, les traitements proposés à ces enfants en réadaptation ont comme
principal objectif de maintenir leur autonomie à la marche et par le fait même, de prolonger
leur indépendance fonctionnelle. Cet objectif ne peut être atteint sans une meilleure
compréhension des mécanismes biomécaniques inhérents à la marche des enfants
atteints de dystrophie musculaire de Duchenne (DMD). Sachant que la force musculaire
est un facteur déterminant de la performance de la marche, la question suivante s’est
donc imposée à nous comment ces enfants parviennent-ils à marcher en dépit d’une
faiblesse marquée des muscles extenseurs des membres inférieurs?
Au cours des dernières années, la démarche typique des enfants atteints de DMD
a fait l’objet de quelques études. Ces dernières concluent que des ajustements de certains
paramètres de la marche comme la longueur de l’enjambée, la vitesse de marche, la
position des forces de réaction du sol, feraient en sorte que la demande mécanique
imposée aux muscles extenseurs serait moindre. Ceci apporterait une partie de la réponse
à la question posée. Nous croyons qu’une autre piste d’explication possible réside dans
l’influence qu’ont les torces passives associées à la présence d’une contracture en flexion
sur les moments articulaires créés lors de la marche. Ces forces passives permettraient
2de compenser la faiblesse des muscles fléchisseurs, tant à la hanche qu’à la cheville. Afin
d’aller plus loin dans cette voie d’investigation, la mise au point d’un protocole de mesure
permettant de quantifier les forces passives associées aux contractures en flexion de
même que l’analyse de l’impact mécanique de ces forces passives sur la marche des
enfants atteints de DMD sont deux étapes incontournables qui ont conduit aux travaux qui
sont présentés dans cette thèse.
Les contractures sont perçues d’emblée comme étant nuisibles à la performance
motrice des enfants dystrophiques et leur réduction fait parti des traitements proposés en
réadaptation. Sans une connaissance exacte de leur rôle dans la locomotion, il devient
difficile pour les cliniciens de prédite l’effet de la réduction d’une contracture sur la
capacité de marcher des enfants. Ces travaux apporteront une contribution essentielle à
cette problématique et ils aideront les cliniciens à prendre des décisions plus rationnelles
dans le choix des thérapies envisagées pour traiter cette déficience.
Chapitre 2: Recension des écrits scientifiques
Cette recension des écrits est présentée sous la forme d’un article intitulé « Motor
function in Duchenne muscular dystrophy chiidren : A review of the literature ». Cet article
est publié dans le journal Critical Reviews in Physical and Rehabilitation Medicine,
2005, 17(3) :231 -248. Les auteurs sont, Nathaly Gaudreault, Denis Gravel, Sylvie Nadeau
et Sylvie Houde. Trois grands thèmes sont abordés dans ce manuscrit. Le premier thème
décrit les mécanismes pathologiques de la maladie. Ensuite, un deuxième thème définit
les principales déficiences du système locomoteur rencontrées chez les enfants DMD, soit
la faiblesse et les contractures, et présente les différentes méthodes d’évaluation de ces
déficiences. Enfin, un troisième thème se rapporte à l’influence de la faiblesse et des
contractures sur le développement moteur des enfants atteints de DMD. Ce thème cible
plus particulièrement la marche. Dans le but de compléter celle section, les avenues
thérapeutiques proposées pour contrer cette maladie seront abordées à la suite de
l’article.
La recension des écrits se terminera par la présentation du modèle théorique
reliant les contractures articulaires à la performance de la marche des enfants atteints de
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52.1.1. Abstract
Duchenne muscular dystrophy (DMD) is an X-iinked disease affecting the muscular
system(s) of young boys. Currently, no cure exists and the goals of treatment are to
reduce disabilities and to prolong the chiidren’s functîonal independence. The two major
physicai impairments associated with this disease are muscle weakness and joint
contractures. The purpose of the present paper is to review the profite cf muscle weakness
and joint contractures in DMD chiidren as weii as the means by which these impairments
have been evaiuated. The impact cf muscle weakness and joint contractures on functional
activities and the interaction between muscle weakness and joint contractures during gait
wili aise be covered.
Key words: Muscuiar dystrophy, strength, contracture, gait
62.1.2. Introduction
2.1.2.1. Overview of the pathophysiologïcal processes
Duchenne muscular dysttophy (DMD) is an X-linked recessive disorder affecting
approximately 1 in 3500 males born in the world (Biggar et al., 2002; Roland,
2000).Although most childreninherit the disease from cartier mothers, approximately one
thitd of cases are due to a new genetic mutation (Biggar et al., 2002; Roland, 2000). DMD
has been shown to be related to a deletion within the xp2l gene leading to a lack of
dystrophin, an important protein involved in membrane stability of the catdiac and skeletal
muscles (Ibraghimov-Beskrovnaya et al., 1992; Rybakova et al.,2000). Without dystrophin,
muscle membrane damage is enhanced by contractions, resulting in the activation of an
inflammatory ptocess within the muscle. The fibers undergo regeneration-degeneration
cycles until the regeneration process can no longer take place. As early as 1851,
microscopic examination of the muscles of affected boys revealed irreversible necrosis of
the muscle fibers, which were replaced by connective tissue and fat (Meryon, 1852). This
phenomenon was related to pseudohypertrophy of the muscle (Dubowitz, 1995), more
particularly the calves, and these changes in muscle tissue can now be confitmed using
more advanced technical instrumentation such as ultrasound and magnetic resonance
imaging (MRI) (Marden et al., 2004; Reimers et al., 1996). Moreover, the leaky muscle
membrane allows creatine kinase (CK) to escape and enter the bloodstream, leading to an
increase in serum OK in the blood of affected children. Laboratory investigations using
molecular genetic techniques, muscle biopsies, MRI, chest X-rays and serum CK levels
are used to confirm the diagnosis. Impairment has been defined as a loss or abnormality in
the otgan or at the organ system level of the body (US department of Health and Services,
1993). Thus, muscle weakness as well as joint contractures, muscle fatigue and reduced
cardiopulmonary function are impairments that may result from pathophysiological
modifications of the muscle tissue.
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2.1.2.2. Physical clinical status
According to some authors (Brooke et al., 1989; Vanasse, 1993), the clinical signs
and symptoms of DMD are first characterized by the children’s difficulty in achieving motor
milestones and a delayed independent ambulation during early infancy. Secondary to
proximal muscle weakness and the development of joint contractures, DMD children show
modifications in the performance of locomotor tasks. A waddling gait is observed between
ages 4 and 6 and some children experience frequent falls (Sutherland et al., 1981;
Vanasse, 1993). The DMD child can raise himself from the floor using a stereotyped
method described by Gowers (see Tyler, 2003). He rolis himself over on his stomach,
straighten his legs and arms, to finally put one hand at a time on his knees and move them
alternately doser to his hips to straighten his trunk. As the disease progresses, the
disability, which is defined as a limitation in performing tasks, activities and rotes at levels
expected within physical and social contexts (US department of Health and Services,
1993), becomes increasingly severe. The inability to climb stairs and to run occurs, and
most children lose ambulation before 13 years of age (average 10.5 years) (Brooke et al.,
1989). Once the chiidren are confined to a wheelchair following the ambulatory phase,
musculoskeletal deformities such as equinovarus of the feet and scoliosis develop quite
rapidly. Cardiomyopathies and respiratory failure are the leading cause of death, which
occurs somewhere in the second decade (Darras et al., 2003; Roland, 2000).
Although clinical trials investigating the effect of medication such as Prednisone
and Deflazacor on muscle weakness have shown positive results, no curable treatment
currently exists for this disease. The proposed rehabilitation treatments share a common
goal, which is to delay functional limitation. Functional limitation is the restriction or the lack
of ability to perform an action in the manner or within the range consistent with the purpose
of an organ or an organ system (US department of Health and Services, 1993). For
instance, impairments related to DMD can eaU to functional limitation. It is well recognized
that muscle weakness and muscle fatigue affect the children’s overali physical
performance during the course of the disease (Scott et al., 1982). For example, DMD boys
show a decreased self-selected walking speed and they cover shorter distances per unit
8time than normal boys. The impacts of joint contractures on gait have been mentioned in
the literature but the underlying mechanisms of their action are stili uncleat (Lee et al.,
1997; Messier et al., 1992). Furthermore, the interaction between muscle weakness and
contractures as weII as the Iink between these impairments and the decline of Iocomotor
skills during the whole course of the ambulatory stage of DMD boys needs to be clarified.
The purpose of this paper is to review muscle weakness and joint contracture evaluation
and development in DMD children and to try to shed light on the impact of these
impairments on functional activities, more specifically on gait. Aspects regarding the
treatment of these impairments as well as the effects of these treatments on gait will not
be covered in the present paper.
2.1.3. Muscle weakness in 0MO chiidren
2.1.3.1. Muscle weakness and its assessment
Muscular strength can be defined as the force or tension a muscle or a muscle
group can exert against a resistance in one maximal effort (Fox et al., 1989). In the case of
very weak muscles, the resistance can be the segment weight. Muscle strength is an
essentiai component of the production of a movement (Blimkie, 1991). When it is
decreased, the children’s performance in activities of daily living or in sports activities can
be affected (Blimkie, 1991). Classic literature from the century reports thatthe major
clinical characteristic of DMD is the progressive loss of muscle strength without any
sensory deficit (Tyler, 2003). As previously mentioned, the absence of dystrophin in the
muscles of DMD children is the primary underlying pathophysiology explaining muscle
weakness. Other secondary mechanisms such as overwork muscle injury and disuse can
enhance a decrease in the muscle strength of chiidren with neuromuscular diseases
(Johnson, 1971; Vignos, 1983; Appell, 1990). Assessment of muscle strength is thus
considered an important part of the children’s overall examination process. Strength
measurements are not only important in describing the natural clinical course of the
disease, but these measures are also important in studying the effects of therapeutic
9interventions (Fowler & Gardner, 1967; Brooke, et al., 1981a; Brooke et al., 1983; Mendell
et al., 1987). They have also been used to try to explain the deterioration of the boys’
functional independence (Uchikawa et al., 2004).
Static muscle strength in children can be evaluated with grading systems using an
ordinal scale such as manual muscle testing (MMT) as well as with instrumented
dynamometry (Medical Research Council, 1943; Horvat et al., 1992). MMT appears to be
the most widely used system for estimating muscle strength in clinical settings (Kendall &
McCreary, 1983). It is easy to employ, it requires no sophisticated equipment, and it shows
good reliability in the grades below “Fair” or “3”, depending on the grading system used
(Lilienfeld et al., 1954; Rothstein, 1985). However, some limitations with regard to its
utilization should be highlighted. Beasly (1961) reports that in adults, MMT overestimates
strength in the higher grades. In the author’s opinion, grade “5”, which reflects the maximal
strength of a muscle, corresponds to a range of 50% to 75% of the normal strength values
measured with more objective techniques. Also, grades “4” and “5” cover a very wide
range of strength and it has been demonstrated in children and adults that individuals who
obtained the same strength measurements for a muscle on a dynamometer could be
graded either 4 or 5 for that muscle on MMT (Aitkens et al., 1989; Schwartz et al., 1992).
Lilienfeld et al. (1954) and Rothstein (1985) find that in adults, gravity-eliminated grades
(grades from “0” to “2”) are the most reliable. Their results are corroborated by those of
Florence et aI. (1992) in an investigation involving DMD children. Florence et al. (1992)
also report that intratester reliability is beller for proximal muscles than for distal muscles
and it is also beller for lower extremity muscles than for upper extremity muscles. These
findings should be taken into consideration when monitoring strength gain with MMT
following intervention in clinical trials, especially for higher grade scores. According to
Struberg and Metcalf (1988) who studied strength in normal and DMD children, no
operational definition of “Normal” muscle strength for various subject characteristics such
as age, sex and body build exists so far, and this could contribute to the poor reliability of
grades “4” and “5”. Other factors such as the weight cf the tested limb and the examiner’s




Instrumented dynamometry has been used to assess static muscle strength in bath
normal and DMD chiidren, and these methods seemed ta eliminate some issues
encountered with MMT (Stuberg et al., 1988; Brussock et al., 1992; Horvat et al., 1992).
Some studies have investigated the reliability cf quantitative static muscle testing in normal
and DMD children with a hand-held dynamometer (Stuberg et al., 1988; Harvat et al.,
1992). Stuberg and Metcalt (1998) report Pearsan correlation coefficient for intratester
reliability tanging from 0.74 ta 0.99 for healthy chiidren and tram 0.83 ta 0.99 far DMD
children. Regarding intertester reliability, Horvat et al. (1992) conclude that a handheld
dynamometer is a reliable taol, with 1CC ranging tram 0.49 ta 0.95, but their study involved
healthy children anly. This point is important ta cansider since different clinicians are often
invalved in the follaw-up evaluations cf DMD children, and therefore intertester reliability
remains ta be determined for hand-held dynamometry strength measurements for these
patients. In addition ta praviding more objective measurements than MMT, the hand-held
dynamometer has the advantage cf being easy te operate and it can be employed in a
clinical setting as an alternative ta methads using a cable tensiometer such as seen in
laboratary set-up. Brussock at al. (1992) have evaluated DMD children’s muscle strength
using a strain gauge system and they also report that intertester reliability was Iower than
intratester reliability (lCCs between 0.74 and 0.97 for intertester and between 0.88 and
0.99 for intratester). Accarding ta these authors, the strain gauge system has the ability ta
test stronger muscle groups in non-disabled children as apposed ta a hand-held
dynamometer.
A point ta consider in sttength assessment is the variation in strength with the joint
angle (Williams & Goldspink, 1984). In MMT and dynamametric testing, it is comman ta
measure farce at ane angle. Thus, if one muscle group is tested at an angle where t is
naturally weak, as when the muscle is in a shartened position, and another muscle group
is tested at an angle where it is naturally strong, such as when the muscle is at its optimal
length, it may be erraneausly cancluded that the former is weaker than the latter. The
same applies if contraI subjects and impaired subjects are being campared. For example,
if a muscle group in impaired chiidren is evaluated in a joint position where this muscle
group is weak and if the same muscle group in the children cf the contraI group is
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evaluated in a position where it is strong, it can be incorrectly concluded that the muscles
of the impaired children are weaker than the muscles of the unaffected children. To
resolve this issue, muscle force across a range of motion as obtained by isokinetic
dynamometry should be recorded, or some criterion should be applied to determine a
comparable angle of measurement in static testing.
Thus, muscle performance can also be estimated through dynamic measurements,
which means that strength is evaluated during movement. When using these
measurements, many factors should be considered. For instance, it is necessary to
consider angular velocity because strength depends on the muscles shortening velocity
(Hill, 1970). Also, muscle strength can be assessed as the muscles shorten
(concentrically) or as they lengthen (eccentrically) and strength measures for the same
muscle group will be different depending on the method chosen. Moreover, muscle
strength can also be expressed in terms of joint moment. Joint moment is estimated from
the product of the muscle strength and the lever arm, which is the perpendicular distance
between the force direction and the joint center, and is expressed in Newton meter units
(Nm). Stuberg et al. (1988) and Brussock et al. (1992) have evaluated strength in DMD
children and they both concluded that moment measurements would be more appropriate
than strength measurements because lever arms are considered. Lever arms would be an
important factor in a case where, for example, two children generate the same amount of
strength for a given muscle group on a dynamometer located at the distal part of a limb
segment. Moment values could be different if the length of the limbs is not the same in
both children. Lever arms would also be essential to consider in longitudinal studies on
strength involving children who are growing up.
2.1.3.2. Strength profile of DMD chiidren
The strength profile of DMD children is characterized by an initial gain in early
childhood so that they can achieve motor milestones normally. However, one must keep in
mmd that quantification of strength under the age of 5 s difficult, so interpretation of
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strength data under that age cculd be biased (Stocke et al., 1981a; Scott et al., 1982;
Brooke et al., 1983). As the child grows older, discrepancies occur in the literature
regarding the strength profile. MMI and instrumented dynamometry were both used in the
evaluation cf DMD children and the results cbtained with these approaches wete flot
always consistent. Some studies where MMI was used te monitor strength demonstrate
that for mcst cf the muscle groups, strength cf the DMD children decreases linearly from
the age cf 5 until the loss cf ambulaticn (Scott et al., 1982; McDonald et al., 1995). Other
studies using quantitative strength measures indicate minimal changes in strength up te 7-
8 years cf age and even showed an increase in the mean force up te 10 years cf age in
many muscle groups (Fcwler et al., 1967; McDonald et al., 1995). On the cne hand, this
discrepancy can be explained by the pccr reliability cf the MMT methcd for the higher
quctations. On the other hand, it may be possible that scme DMD children effectively
increase their strength after the initial evaluaticn because strength increases with age
(Mclnar & Alexander, 1974; Backman & Henriksson, 1988; McDonald et al., 1995). Thus,
the lcss cf sttength asscciated with the progression cf the disease may be masked by the
maturation phenomenon. The balance between maturation and disease effects ccutd be
determinant cf the rate cf change in strength at the beginning cf the disease.
Nevertheless, the difference in strength between normal and DMD children increases with
age since normal children ccntinuously get stronger until their adult years, while
detericration is cbserved in DMD persons as they age. Another possible explanaticn for
the inccnsistency between MMI and dynamometric approaches in the abcve studies is the
fact that DMD clinical manifestations may prcgress differently from child te chïld and the
initial clinical evaluaticn may occur at varicus ages as well. If this is the case, the mean
force value calculated at a specific age is made up cf strcng and weak patients resulting in
minimal changes in the early stage cf the disease.
Ihis last interpretaticn cculd be supported by the results cf Fowier and Gardner
(1967) whc demonstrated a decline in strength in serial measurements for the same
subject and an increase in strength when group data were ccnsidered. Iheir study
included 43 children with muscular dystrcphy between the ages cf 6 and 16, and strength
was measured using a strain gauge. Figure I represents mean strength score data for the
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knee extensors of ail the chiidren who participated in the study as a function of age. Figure
2 illustrates the knee extensor strength score of 11 boys with Duchenne muscular
dystrophy (4 of these boys had the benign X-chromosomai type) obtained at 4 four-month
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Figure 1: Mean knee extensor strength scores in 45 healthy boys and 43 boys with 0MO.
Ordinates represent combined scores in pounds from Ieft and right sides. (Reprinted and
ada pted from Arch Phys Med Rehabil, 48, Fowler WM, Jr.,Gardner GW. Quantitative strength
measurements in muscular dystrophy.pp. 629-64,© 1967 with permission from The
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Figure 2: Serial knee extensor strength scores in 11 boys with DMD. Ordinates represent
combined scores in pounds from the Ieft and right sides. Measurements were obtained at
four-month intervals over a two-year period. (Reprinted and adapted from Arch Phys Med
Rehabil, 48, Fowier WM, Jr., Gardner GW Quantitative strength measurements in muscular
dystrophy. pp. 629-64, © 1967, with permission from The American Congress of
Rehabilitation Medicine and the American Academy of Physical Medicine and
Rehabilitation).
When one looks at the relationship between strength and age in the strength profile
of DMD boys, the results of this study show that when mean strength scores are plotted
against age, strength increases slightly up to age 10 and then starts to decrease (Figure
1). On the other hand, strength score data for the same child measured over a 2-year
period of time show that strength decreases after obtainment of the first measure even in
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young boys (Figure 2). Although older children (up to 10 years old) demonstrate higher
mean strength scores than younger children, the decline in strength starts as early as 5
years of age (Fowler et al., 1967; Ziter et al., 1977; Brooke et al., 1981a; Scott et al.,
1982). McDonald et al. (1995) report that the rate of strength decline, as measured with
manual muscle testing (MMT), is linear and the decline is greater between 5 and 13 years
otage.
Quantitative static strength measurements for different muscle groups expressed
as a percent of normal control strength showed that the strength of DMD children was 35-
50% of normal control values (McDonald et al., 1995). Muscles of DMD children are not
evenly affected by weakness. Some studies have reported that weakness was greater in
proximal muscle groups than in muscles located distally (Scott et al., 1982; Brooke et al.,
1989; McDonald et al., 1995). Moreover, the muscles of the pelvic girdle are involved first,
followed several years later by the muscles of the shoulder girdle (Fowler et al., 1967;
McDonald et al., 1995). Quantitative data from Fowler and Gardner (1967) indicate thatthe
rate of strength decrease is about the same for both lower and upper extremities. Lord et
al. (1987) found that the coefficient of determination for the upper extremity and lower
extremity strength comparison was 0.62. This means that 62% of upper extremity strength
can be explained by lower extremity strength. Thus a significant portion of the relationship
remains unexplained. They concluded that although upper extremity loss of strength
parallels lower extremity loss of strength, interpretations based on the results of the former
should not be applied to the latter. Regarding side difference, some studies have reported
that strength was gteater on the right side than on the left in DMD chiidren as well as in
normal boys, and this could be associated with the effect of side dominance (Fowler et al.,
1967; Brussock et al., 1992). However, the effect of side dominance was not observed in
other studies (Scoif et al., 1982; McDonald et al., 1995). Finally, Scott et al. (1982) report
that the extensor groups are aiways weaker than the flexor groups as assessed with MMT
and myometry. This imbalance between flexors and extensors was also reported for the
trunk muscles (McDonald et al., 1995).
As far as weakness distribution in the muscles of the lower extremities is
concerned, Fowler and Gardner (1967) as well as McDonald et al. (1995) state that
o
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weakness affects first the hip flexors (iliopsoas), knee extensors (quadriceps) and hip
extensors (gluteus maximus). Other studies reported an early weakness of the dorsiflexor
muscles (Sadjadpour, 1975; Berrol, 1976) of the ankle but quantitative measurement by
Scott et al. (1982) indicated a stable force value for this muscle group with the evolution of
the disease. As already mentioned, comparison of strength between muscle groups can
be misinterpreted if the measurements are obtained at angles where the muscle is in a
shortened position. The distribution of weakness in the upper extremities resembles that of
the lower extremities. Fowler and Gatdnet report that when arm strength scores for each
muscle group are expressed as a percentage of total upper extremity strength, the hand
grip of DMD children conttibuted 45 to 65% of the total upper extremity scores. In normal
boys, the proportion of hand grip strength was 30 to 38%. These data suggest that
proximal muscle strength represents a lower percent of total upper extremity strength.
This was confirmed by the proximal strength score, where shoulder abductors made up 3-
13% of the total upper extremity scores in affected children, whereas in normal chiidren,
the percentage for this muscle group was 12 to 19%.
2.1.4. Contracture in DMD chiidren
2.1.4.1. Defïnition and measurements of contractures
After muscle weakness, joint contractures represent the second major clinical
impairment affecting the locomotor system of DMD children. As for muscle strength,
measurement of joint contracture in a DMD population is useful for monitoring the
progression of the disease or for evaluating the effects of a treatment. However, proper
measurement of joint and muscle extensibility in humans represents a great challenge. As
early as 1959, attempts were made to define the term contractures from both the
physiological and clinical points of view. Physiologically, they were related to a prolonged
depolarization of the muscle fiber membrane potential, whereas clinically, they were simply
defined as a decrease range of motion (Archibald & Vignos, 1959). More recently,
contracture was defined as an excessive resistance to passive joint mobilization not
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associated with any musculat activity when this joint is mobilized into its available range,
which may be decreased (Tardieu et al., 1982; Llorens, 1996). This resistance can be
attributed ta multiple causes such as muscle retraction, tendinous adherence, loss cf skin
or subcutaneous tissues, joint capsule thickening or a combination of these factors
f Roberson & Giurintano, 1995).
In order ta understand the impact of joint contracture on locomotor functions, one
must look at the structures and mechanisms contributing to passive properties cf the
muscle. Passive extensibility cf skeletal muscle can be defined as the ability cf a skeletal
muscle to lengthen without muscle activation fGajdosik, 2001). Maximal muscle length can
contribute to maximal joint range of motion, which is generally believed ta influence
functional activities and athletic performances (Gajdosik, 2001). Resistance to passive
stretch is influenced by the amount of deformation of the epymysium, perimysium and
endomysium, which are connective tissues around and within the muscle. lt has been
proposed that from its architectural arrangement, the perimysium contributes mcst ta the
resistance ta stretch fPurslow, 1989). Sub-cellular components within muscle fibers can
aIse provide resistance to passive stretch. It has been shown that resistance can occur
from the filamentous connection within the endosarcomeric and exosarcomeric
cytoskeletons (Wang & Ramirez-Mitchell, 1983; Magid & Law, 1985). Finally, Hill (1968)
proposes that resistance to passive stretch could also be attributed to the crcss-links
between actin and myosin. Under certain conditions, such as immobilization in a shcrtened
position, changes in these structures and mechanisms can corne about and adaptation cf
muscle length and extensibility can occur. Archibald and Vignos (1959) report that muscle
imbalance across a joint can contribute te the development cf a ccntracture in DMD boys.
The stronger muscles would tend to move the limb segment in the direction cf their action,
and as a consequence, joint range cf motion cpposite to that direction decreases and the
strcnger muscles adapt to this new length. In fact, in their model cf prcgressive functional
deterioraticn cf DMD children, these authors go further and prcpose that contracture
development cornes from multiple interactions between muscle imbalance, muscle
weakness, muscle tightness and decreased functional capacity. Moreover, Archibald and
Vignos (1959) agree that jcint contracture can be initiated cr aggravated by muscle
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imbalance occurring at other joints. Although Brooke et al. (1983) also report muscle
imbalance as a possible cause of joint contracture in DMD children, this proposai was flot
supported by McDonald et al. (1995). Other causes, such as proionged static positioning
of the Hmb as seen in DMD children who are confined to wheelchairs, can enhance joint
contractures of hip and knee flexors as well as elbow flexors(Scott et al., 1982; McDonald
et al., 1995). Animal studies show thatthe decrease in muscle length is brought about by a
reduction in the number of sarcomeres and changes in the connective tissues of the
muscle when the muscle is immobilized in a shortened position (Tabary et al., 1972;
Wiiliams et aI., 1984).
Some tests are currently used by health care professionals in various clinical
settings to assess joint contracture in DMD children. One of these tests is the straight-leg
raising test (SLR) to measure hamstring muscle length and flexibility. The angle of hip
flexion in relation to the horizontal plane represents the outcome measure. However,
hamstring muscle tightness is not the sole factor influencing hip flexion angle during SLR.
Pain induced by stretching other structures such as the fascia, dura and sciatic nerve can
limit hip flexion excursion (Gajdosik et al., 1985; Smith et al., 1993). Also, there is some
evidence that pelvic rotation occurs during SLR, meaning that the hamstring muscles are
not fixed at their insertion on the ilium (Bohannon, 1982; Bohannon et al., 1985; Gajdosik,
2001). Therefore, the hip flexion angle cannot be considered a valid assessment of
hamstring muscle length and flexibility. Other tests, for instance the standing toe-touch test
and the sit-and-reach test, are used to evaluate hamstring muscle length and flexibility.
However, movements of the pelvis, lumbar spine and other joints of the iower extremities
can not be avoided when performing these tests, resulting in measures of doubtful value
(Gajdosik & Lusin, 1983). In an effort to address these issues and to design a more
objective tool, the active-knee extension test (AKE) was developed and showed very good
intratester reliability (Pearson product-moment correlation = 0.99) (Gajdosik et al., 1983).
Rakos et al. (2001) report good intertester reiiability of the AKE in school-age children (1CC
2,1 = 0.79). Thus, the AKE seems to be the most apptoptiate test to evaluate hamstring




Regarding evaluation of hip flexors muscle tightness, fout methods developed
many years ago are stili being used: the prone hip extension test, the Thomas test, the
Mundale test, and the pelvifemoral angle test (Milch, 1942; Staheli, 1977). Bartlett et al.
(1985) compared the reliability of these four techniques in different populations, such as
spastic diplegia and meningomyelocele subjects, as well as healthy controls. They
concluded that no single measurement technique was superior to the others and that the
technique should be chosen based on different factors and on the specificity of the
population evaluated. The Thomas and the prone extension tests were more reliable
(intertester reliability) for the meningomyelocele group (r = 0.90 and r = 0.92 respectively)
than the Mundale and pelvifemoral angle tests (r = 0.79 and r =0.73 respectively). For the
spastic diplegia group, the Thomas test showed high variability and a moderate correlation
value (r = 0.70). Among healthy subjects, the prone extension test and the Thomas test
demonstrated good reliability and the authors suggest that these tests should be
considered for this population since they are quick and easy to perform. As far as DMD
chiidren are concerned, the severity of hip flexion contractures would probably determine
which of these tests would be the most appropriate for evaluating the deformity. In the
early stages of the disease, the prone extension test and the Thomas test would probably
be the best choices, but as the deformity becomes more severe and as comfort becomes
jeopardized, the pelvifemoral angle test would probably be a beller choice.
Joint passive flexibility has been quantified with the measurement of angular
passive joint range of motion (PROM) through goniometry. Although goniometric
measurements have been shown to be reliable, important factors to consider when using
these measures to quantify joint contractures in a clinical setting were identified. First, one
must consider the structure, function and location of the joint being evaluated. Boone et al.
(1978) report that both intertester and intratester reliability is greater for upper extremity
joints than for lower extremity joints. This finding is corroborated by Pandya et al. (1985)
who studied the reliability of goniometric measurements in DMD children. Difficulty
identifying bony landmarks accurately as welI as an inability to afign and manipulate the
11mb segment properly are possible explanations for the decreased reliability score for
lower extremity joints (Gajdosik & Bohannon, 1987). It has also been demonstrated that a
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simple hinge joint, such as the elbow, shows less variation in PROM measurements than
more complex joints like the wrist (Low, 1976). This is an important point because
clinicians have to deal with contractures of complex joints such as the hip. Thus, they must
be careful when interpreting their results if goniometric measurements are used as an
objective tool to document the progression of the disease. The same advice applies when
these measures are used to evaluate the effect of an intervention aiming to reduce joint
contractures of DMD patients. Regarding intratester reliability versus intertester reliability,
repeated goniometric measurements of a joint performed by the same evaluator are more
reliable than repeated measurements of that joint obtained from different evaluators (Low,
1976; Boone et al., 1978; Pandya et al., 1985). As for strength measurements, this point is
an important one from a clinical point of view because it is often unrealistic to assume that
the patient will consistently be assessed by the same clinician.
When using goniometry to assess joint contracture, as has been done in many
studies involving DMD children, the measurement results must be correctly interpreted.
Degree units are used to record goniometric measurements, and therefore range of motion
(ROM) can be measured. As a consequence, PROM should be used as a measure of joint
excursion, and flot as a measure of absolute muscle length and flexibility. This does not
imply that joint ROM cannot be a direct measure of muscle flexibility. The association
between absolute muscle length and joint angle has been demonstrated for the triceps
sutae (Tardieu et al., 1977), but to our knowledge, no other study has compared absolute
muscle length and related it to joint ROM measurements.
In a review of the literature on passive extensibility, Gajdosik (2001) describes
passive extensibility as the distance between initial muscle length, the point at which the
first passive resistance to stretch can be measured, and the maximal length, which is the
point of maximal passive resistance. On the other hand, the terms flexibility and stiffness
refer to a physiologic relationship between passive resistive forces and the length of the
muscle as it undergoes stretching. These terms are thus defined as the ratio (i\) of the
change in the passive resistance or passive force fAF) to the change in the length
displacement (AL) measured as the muscle is being stretched (Gajdosik et al., 1987).
Since these direct measurements are invasive in human muscles, passive stiffness
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corresponds to the ratio of the change in passive moment as the joint is being stretched
(iM expressed in N/m) to the change in angular displacement 0f that joint (zA expressed
in degtee) (Magnusson, 1998). Therefore, one way to quantify muscle stiffness would be
through the interpretation of the moment-angle relationship. If the moment values are
plotted against the angle values for a given joint while it is stretched, the slope of the
moment-angle relationship should reflect the stiffness of that joint. Thus, the steeper is the
siope, stiffer is the joint. This method has been used to develop a biomechanical model
describing passive joint stiffness characteristics among healthy and physically impaired
subjects (Riener & Edrich, 1999; Edrich et aI., 2000; Harlaar et aI., 2000). Other
parameters such as the passive moment calculated for a common angle and the angle for
a common estimated moment can also be used to compare passive joint behavior among
individuals.
Figure 3 illustrates the ankle joint passive plantar flexion moment of one DMD child
and one healthy control subject measured while their ankle joint is moved from plantar
flexion to dorsiflexion. This figure shows that for both children, as ankle dorsiflexion angle
increases, the moment increases as well. If one looks at an angle common to both
subjects in the second portion of the curie, the corresponding moment values are higher
for the DMD child, thus reflecting more resistance to stretch for this child in that portion of
the movement. These data come from preliminary results of a study actually in progress
conducted by Gaudreault et al. (2004).
The effect of interventions such as stretching on muscle flexibility and joint ROM
has also been explored using the moment-angle relationship (Halbertsma et al., 1996;
Magnusson et al., 1998). The challenges encountered with such measurements are that
few clinical settings are equipped with the technical instrumentation necessary to collect
reliable passive torque and joint ROM data. The lack of a standardized evaluation protocol
is another issue.
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Figure 3: Moment-angle curves for the ankle joint of one healthy child and one DMD child.
Ordinates represent the moment values calculated for an ankle angle common to both
subjects as the joint is moyeU from plantar flexion to dorsiflexion.
2.1.4.2. Contractures in DMD chiidren
Contractures can be found in most joints of boys with DMD and are mainly
associated with the retraction of plantarfiexors, knee flexors, hip flexors, tensor fascia ata,
elbow flexors and wrist flexors. According to the classic work of Archibald and Vignos
(1959), the development of joint contractures occurs early in the course of the disease,
and the earliest and most severe involvement was found in the plantarfiexors, hamstrings
and tensor fascia lata. Regarding the onset of contracture development, Brooke et al.
(1983) mention that contractures of the iliotibial band, hip flexors and heel cord were noted
as early as age 6 in most chiidren. However, McDonald et ai. (1995) state that
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contractures of these same muscle groups are rare before the age of 9. Although
contractures are said to be related to wheelchair confinement, which happens at a mean
age of 10.5 (Brooke et al., 1989; Rideau et al., 1995). Scott et aT. (1982) report
development of lower extremity joint contractures in children who were still ambulant, with
equinus contractures developing much earlier than contractures involving the hip and knee
joints. Although the severity of joint contractures can differ widely among chiidren of the
same age (Brooke et al., 1983), most studies agree that the frequency and severity of
lower extremity contractures increase with age and this is related to the onset of
wheelchair reliance (Archibald et al., 1959; Brooke et al., 1983; McDonald et al., 1995).
21.5. Functional performance, muscle weakness and joint contracture in
DMD chiidren
2.1.5.1. Evaluation of functional performance
Functional performance has been investigated with global locomotor scales such
as the Hammersmith Locomotor Ability Score (Scott et al., 1982), the Locomotor Scale of
the Griffiths Mental Development Scales (Griffiths, 1970), and the timed tests proposed by
Brooke et al. (1983). The Vignos classification (Figure 4) is also considered a functional
evaluation of DMD children (Vignos et al., 1963). This scale comprises scores from class 1
to class 10, with class 10 teflecting the most affected cases.
On an important cohort of DMD subjects, Brooke et al. (1989) aimed to determine
the age of onset of the different classes. They found that the median age of appearance of
class 5 status, where the child is stiil able to walk unassisted, is 9.5 years of age. But it is
important to mention that this is a median value, far from being representative of individual
performances. Evaluation of the level of independence in activities of daily living (ADL) of
DMD children by means of tools such as the Barthel Index and the Functional




1. Walks and climbs stairs without assistance
2. Walks and climbs stairs with aids of railing
3. Walks and climbs stairs slowly with aid of railing (over 12 s for four
standard stairs)
4. Walks unassisted and rises from chair but cannot climb stairs
5. Walks unassisted but cannot rise from chair or climb stairs
6. Walks only with assistance or walks independently with long braces
7. Walks in long leg braces but requires assistance for balance
8. Stands in long leg braces but unable to walk even with assistance
9. Is in wheelchair
10. Is confined to bed
Figure 4: Scale showing grades for lower extremity function as proposed by Vignos et al.
(1963).
2.1.5.2. DMD chiidren functional performance profile
Most affected chiidren can attain early developmental milestones such as rolling,
sitting and standing within the normal age limits (Vignos et al., 1963). Noticeable functional
deterioration appears when children reach 3-4 years of age. At this point, affected boys
perform differently than normal boys regarding locomotor motor skills. For example, for the
task of raising oneseif up from the floor, the DMD child uses Gowers’ maneuver and relies
on it to compensate for proximal pelvic girdie muscle weakness (Gowers, 1879). Gowers’
sign has been observed as early as 15 months of age.
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Based on the Vignos scale, Brooke et al. (1981) designed an evaluation protocol in
which the lower and upper extremities were given functional grades. In these tests, the
children were timed while they accomplished specific functional tasks involving the Iower
and upper extremities. Interestingly, a phase of improvement was often seen somewhere
between the ages of 3 and 6 for the timed functional test. This might indicate that even
though some authors documented a decline in muscle strength, the child can still
accomplish functional tasks properly, probably through the use of compensatory
mechanisms. A weak association between timed motor test performance and strength, as
measured with MMT, was seen by McDonald et al. (1995). They reported that strength
was not the only factor that can influence timed motor performance. Other factors, like the
normal development process, can also be involved. In fact, some tasks may be more
difficuit to perform by younger chiidren and this may not be a direct consequence of loss of
muscle strength. On the other hand, Nair et al. (1985) and Scott et al. (1982) report strong
correlations between muscle strength and functional ability. Muscle sttength and timed
functional tests were also correlated in the Nair et al. (1985) study. However, a non-linear
relationship between strength and the time necessary to walk a 28-foot distance was
reported by Scott et al. (1982). Timed function test performance depends on the patient’s
mood, ability to co-opetate and training, (Brooke et al., 1981b; Brooke et al., 1989) and
these factors may explain the variability among the findings of these studies. Moteover, it
is important to be aware that interpretations that involve the strength measurements of
young children can be misleading, as mentioned previously in this paper. Regarding the
relationship between strength and ambulation, it has been estimated that cessation of
walking occurs when the children have lost 50% of their muscle function (Vignos &
Watkins, 1966; Scott et al., 1982). Bakker et al. (2002) concluded that decreased hip
extensor strength (MMT grade <3) and decreased ankle dorsiflexor strength (MMT grade
<4) are the factors most likely to predict cessation of ambulation in DMD patients. These
resuits contradictthose of Sutherland et aI. (1981) who reported that the key factor in gait
deterioration is the occurrence of decreased knee extensor strength.
Uchikawa et al. (2004) studied the relationship between functional status and
muscle strength in DMD children using the FIM. Their resuits showed negative cotrelations
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between age and average MMT scores (Spearman’s rho = -0,63, p < 0.01), age and FIM
scores f rho = -0,52, p < 0.01) and a positive correlation between FIM and MMT scores
(rho = 0,77, p < 0.01). They concluded that independence in ADL is related to age and
muscle strength. Regarding muscle strength, an average MMI score of 3 seemed to
determine whether or not the child is dependent in the performance of ADL requiring both
upper and lower extremity strength. Using the Barthel index, which is another tool to
quantify deficits and changes in ADL, Nair et aI. (2002) also found that low motor function,
as quantified with MMT, was related to disability (Pearson’s coefficient of correlation r =
0.39, p < 0.001). Disability is defined as any restriction or lack of ability to perform an
activity in the manner or within the range considered normal for a human being (Medical
Research Council, 1943).
According to Lue et al. (1993), hip contractures and static sitting balance are also
factors that can contribute to the functional deficits seen in these chiidren. McDonald et al.
(1995) report that Iower extremity contractures are rare during the ambulatory period, and
they relate Iower extremity contractures to the onset of wheelchair reliance. For instance,
in une with these resuits, during the middle stages of the disease, contractures would be
more a consequence of the Ioss of the ability to walk than a cause of it. However, as
contractures become more severe later in the disease process, they would probably turn
out to be the cause of the decline in the performance of functional activities requiring the
standing position.
As the results from the aforementioned studies suggest, general loss of muscle
strength partly explains the deterioration in functional performance in DMD subjects when
they are young. But it also seems that functional performance can remain stable despite a
decrease in muscle strength during the early stages of the disease. One possible
explanation for this could be related to compensatory strategies associated with the
presence of contractures during the performance of locomotor tasks. In the next section, a
brief review of the possible effects of weakness and joint contractures on gait performance
wiTT be presented.
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2.1.6. Gait performance in DMD chiidren
2.1.6.1. Spatio-temporal parameters
Gait velocity and distance have been shown to be indicators for normal and
abnormal gait parameters (Andriacchi et al., 1977; Khodadadeh et al., 1990). Stride length
defines the distance traveled between successive stance periods, and cadence is the
number of steps per minute. Velocity is determined by the combination of stride length and
cadence. Boccardi et al. (1997) estimated a 30% reduction in gait velocity in DMD chiidren
compared to normal reference values. This reduced gait velocity was the result of a
decrease in both stride length and cadence. According to the authors, reduced stride
velocity was more a resuit of weakness of the muscles responsible for propulsion of the
limb than the result of a modification in movement amplitude. An increase in the relative
duration of the double-support phase could also explain the diminished gait velocity.
Sutherland et al. (1981) and Khodadadeh et al. (1990) also report a decrease in gait
velocity in DMD boys compared to normal healthy boys. The study of Sutherland et al.
(1981) was conducted over a 4-year period and they report that this reduction in gait
velocity continues with the course of the disease. Most DMD children in the Khodadadeh
et al. (1990) study had mild deformities in the lower extremities associated with
contractures; the authors mentioned that these could have an effect in reducing the
children’s maximum stride length. This was not the opinion of Boccardi et al. (1997) who
mention that ROM does not interfere with joint dynamics because the joint range required
during walking is not wide enough to be of any real significance.
Reduced joint excursion as seen in some pathologic populations could be
associated with a decreased gait velocity. For instance, hip flexion contracture has been
associated with decreased contralateral step length and this can reduce gait velocity
(Perry, 1992). Also, a decreased joint range provides less time to accelerate or to
decelerate the limbs’ segments, resulting in a reduction in the angular velocity throughout
the movement (Messier et al., 1992). A reduction in joint velocity leads to a decrease in
joint mechanical power because joint power is the product of the joint moment and the joint
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velocity. It is recognized that gait velocity is dependent on the joint power generated by the
muscles (Winter, 1983). Thus, the reduction in joint velocity caused by the contractures
could negatively affect gait velocity. If the teduced time to accelerate the limb segment is
compensated for by greater acceleration, the angular and gait velocity should not be
jeopardized. However, it is not certain that DMD children have sufficient muscle strength to
achieve such compensation, especially in the advanced stages ofthe disease.
2.1.6.2. Kinematics and kinetics of gait in DMD chiidren
At the beginning of the disease ptocess, gait deviations are very subtle. As the
illness progresses to a more advanced stage, modifications can be observed in the frontal
plane. Most children show an increase in the width of the base of support. The trunk leans
to the side of the supporting leg and a lateral arm swing is observed (Sutherland et al.,
1981; Boccardi et al., 1997). Regarding the pelvis, variations of as much as 10 degrees in
frontal pelvic inclination have been documented, whereas in normal subjects, minor
variations occurred (Boccardi et al., 1997). In fact, in normal children, Ounpuu at aI. (1991)
report a small rise of the support 11mb hemipelvis during loading response, followed by a
progressive fall until the onset of initial swing. The lateral movement of the pelvis observed
in DMD children is reflected by a drop of the pelvis on the contralateral side of the
supporting leg. When looking at the sagittal plane, backward leaning of the trunk is
observed as well as an increase in pelvic anterior tilt (Sutherland et aI., 1981; Boccatdi et
al., 1997). Sutterland et al. (1981) reporta mean anterior pelvic tilt angle of 31 degrees in
the subjects who were in the late stages of the disease. However, these authors note that
the increase in anterior pelvic tilt was not apparent in the subjects who were in the early
stages of the disease. Instead, these subjects showed less than normal mean angle
values (< 16 degrees).
Concerning the ankle joint, Boccardi et al. (1997) observed an increase in dorsal
flexion of the supporting foot. From the point of view of these authors, this ankle position
would help the forward progression of the pelvis and thus compensate for hip extensor
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weakness. This dorsiflexion position at the ankle was not corroborated by Sutterland et al.
(1981) who reported ankle plantar flexion at foot strike as well as a reduction in plantar
flexion during the swing phase. According to Sutterland et al. (1981) and from clinicians’
observations (Sadjadpour, 1975; Berrol, 1976), weakness of the anterior compartment
muscles cou Id be responsible for that equinus position of the foot and for the absence of
heel strike in the first years of the disease since plantarfiexor contractures were not yet
present. As the child grows older, contractures of the heel cord develop, possibly as a
resuit of a muscle imbalance around the ankle joint, and these contractures become the
cause of the equinus gait. Using foot force transducers attached to the soles of the
subjects’ shoes, Toyoshima et al. (1987) confirmed this reduced heel contact in DMD
patients. According to these authors, this flat foot position would modify the body
alignment in relation to the ground reaction forces vector aiming at decreasing the
extension moment demand at the hip, and therefore compensate for hip extensor
weakness. However, some authors suggest that the alignment of the lower Iimb segment
would be more a kinematic adaptation than a kinetic one in DMD subjects (Emond, 2002).
This point wilI be highlighted when the knee joint is discussed. Figure 5 shows the
changes in the ground reaction force vector and joints alignment during loading response,
mid-stance and terminal stance as the disease progresses.
Considering this, plantarfiexor contractures could potentially be advantageous to
the gait of DMD children. Aside from their role in the alignment of the body in relation to
the ground reaction force une, these contractures could potentially contribute to the control
of ankle dorsiflexion during the initial stance phase. ut could also be proposed that heel
cord contractures could partly substitute for the active contraction of the triceps surae
during terminal stance and then be beneficial to the gait of DMD children at a given time in
the course of the disease. During terminal stance, plantarfiexors are stretched and they
absorb elastic energy. They could potentially release part of this stored energy and
contribute to the forward dispiacement of the lower limb. The contribution of passive
moments to the net plantarflexor moment at the ankle during gait in normal adults has
been shown to be around 10% to 20% and it increases in hemiparetic subjects (Siegler et
al., 1984; Nadeau et al., 1997). Plantarflexor contractures can also force the knee into
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extension and prevent the bending of the knee by gravity (Sutherland et al., 1981;
Khodadadeh et al., 1986)






Figure 5: Changes in the ground reaction force vector and joints alignment during loading
response, mid-stance and terminal stance in DMD chiidren as the disease progresses.
(Reprinted and adapted from Clinical Orthopaedics and Re!ated Research, 288, Hsu J D,
Furumasu J, Gait and posture changes in the Duchenne muscular dystrophy child
.
pp.l22-
25, © 1993, with permission from Lippincott, Williams & Wilkins).
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In normai children, an external knee flexion moment (internai extension moment) is
seen in the early portion of stance because the ground reaction forces vector is iocated
behind the knee (Ounpuu et al., 1991). In the early stages of the disease, probably due to
knee extensor weakness, DMD children keep their knees in extension during the initial part
of the stance phase and this determines an external knee extension moment (Emond,
2002). The ground reaction force une is thus Iocated anterior to the knee joint in DMD
chiidren. As a resuit, this external knee extensor moment is not associated with the
anterior dispiacement of the ground reaction force as such. ut is only later in the evolution
of the disease that the anterior dispiacement of the ground reaction force vector induced
by the flat foot position or equinus amplifies the external knee extension moment. This
knee external extension moment is an essentiai component that forces the knee into a
position of hyperextension. The hyperextension is then arrested by an internai knee
moment created by the passive posterior structures of the knee. Thus, static stabilization
of the knee prevents the collapse of the body.
At the beginning of the disease, few differences are observed at the hip between
normal and DMD chiidren. At this point, the ground reaction force vectot is stiil iocated in
front of the hip during loading response and mid-stance and the child possesses enough
strength in his hip extensor muscles to sustain the externai flexion moment created by the
ground reaction force (Sutherland et al., 1981). As the disease progresses to more
advanced stages, the hip extensors no longer possess the strength required to equilibrate
this external flexion moment. The lumbar lordosis that appears at this time probably
reduces the involvement of the hip extensor. This theory is based on clinical observations
(Siegel, 1972; Johnson, 1977). By allowing the child to iean his upper body backward, this
compensation combined with flat foot placement at initial contact dispiaces the ground
reaction force vector posterior to the hip. This changes the external flexion moment
demand at the hip into an external extension moment (Sutherland et ai., 1981; Hsu &
Furumasu, 1993). Hip flexor contractures could therefore be helpfui at this phase of the
gait cycle by contributing passively to the flexion moment demand. At a given position, the
net internai moment at a specific joint is equal to the sum of the active moment generated
by the contraction of a muscle or a muscle group and the passive moment produced by
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the resistance to stretch offered by that same muscle or muscle group. The contribution of
the passive moment generated by the hip flexor contractures to the net moment could
theoretically be important enough to participate in the internai flexor moment demand, from
loading response to the end of the stance phase. It is with the purpose of achieving a
better understanding of the interaction mechanisms between strength and contractures
that Gaudreault et al. (2004) proposed a model aiming to quantify the contribution of hip
flexor contractures to the net hip moment during gait. As mentioned earlier, children lean
their upper body backward in order to keep the ground reaction forces vector behind the
hip joint. From clinical observations, it has been shown that DMD children could use the
passive stiffness of the hip flexors to prevent the trunk from falling backward while making
this adjustment with their upper body (Johnson, 1977). Hip flexor contractures would then
be beneficial to the chiidren during this maneuver, and as for the plantarfiexors, their
contribution would be optimized in the stages of the gait cycle where the flexors are
stretched. As the gait cycle progresses to the swing phase, there is a flexion moment
produced at the hip that is carried on by the hip flexors to draw the lower 11mb forward.
Here again, the passive moment generated by the contractures could compensate for the
weakness of the hip flexors in the first part of the swing phase. In normal subjects, Yoon &
Mansour (1982) report that, theoretically, the moment generated by hip passive stiffness
could contribute from 50% to 100% to the total net moment. This was not corroborated by
Vrahas et al. (1990) (Vrahas et ai., 1990) who estimated a passive contribution of about
10%.
2.1.7. Conclusion
No definitive cure exists so far for Duchenne muscular dystrophy. The mainstay of
the treatment is to improve the children’s quality of Tife. In order to do so, a successful
attempt to prolong ambulation must be achieved. In the light of this review, clinicians
involved in the treatment of DMD children should be careful when interpreting the
impairment outcome measures obtained using certain widely used techniques such as
MMT and goniometry. Fortunately, efforts towards standardized assessment procedures
o
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using reliable and valid tools have been made and have yielded promising resuits.
However, interpretation of these outcomes in the context of functional task performance
requires further investigation. To better identify the key factors in gait deterioration, a good
understanding of the pathomechanics of the children’s gait is essential. The role of
strength and joint contractures as weIi as their interaction on Iocomotor performance
should be clarified in order to orient treatment interventions correctly.
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2.2. Les avenues thérapeutiques proposées et explorées pour
traiter les enfants atteints de DM0
2.2.1. Les traitements proposés en réadaptation
2.2.1.1. Les programmes d’activité physique
Selon Widman et al. (1999), les enfants atteints de DMD marchent moins et
passent plus de temps dans des activités sédentaires ou demandant très peu d’effort
physique. Ansved (2003) rapporte que la marche procure des effets avantageux sur les
fonctions cardiorespiratoires, sur le métabolisme et aussi plus globalement sur la vie
sociale des enfants dystrophiques et conclut que cette activité devrait être encouragée.
Les activités aérobiques comme le vélo et la natation pourraient aussi être bénéfiques aux
enfants atteints de DMD si elles sont pratiquées à faible intensité.
2.2.1.2. Les exercices de renforcement
Les effets des exercices de renforcement sur les muscles des enfants
dystrophiques sont, encore à ce jour, l’objet de controverses. Dans les toutes premières
études sur le sujet, il était d’usage de croire que les exercices de renforcement pouvaient
aggraver le processus inflammatoire induit par la contraction musculaire (Johnson &
Braddon, 1971). Sur cette base, l’efficacité de ce type d’exercices sur l’accroissement de
la force musculaire a été mise en doute (Hoberman, 1955; Wratney, 1958). Un peu plus
tard, de Lateur et Giacini (1979) ont démontré que les exercices de renforcement
pouvaient être pratiqués sans provoquer une exacerbation de la réaction inflammatoire.
Ces résultats ont été appuyés par Scott et al (1981) qui rapportent un effet bénéfique à
court terme des exercices de renforcement concentrique à condition que ces exercices
soient de faible intensité. Par contre, dans ces deux études, aucun marqueur biologique
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n’a été utilisé pour confirmer que la réponse inflammatoire n’était pas augmentée. Selon
Petrov (1998) la charge imposée aux fibres musculaires lors d’exercices excentriques
accélèrerait la dégénérescence musculaire. En résumé, les exercices concentriques
exécutés à une intensité sous maximale peuvent prévenir l’atrophie de non-utilisation sans
aggraver la réponse inflammatoire. Ces exercices seront d’autant plus efficaces s’ils sont
prescrits dès les premières manifestations de la maladie (McDonald, 2002).
2.2.1.3. La stimulation électrique
La stimulation électrique simulerait les effets positifs des exercices de faible
intensité sur les muscles des membres inférieurs des enfants atteints de DMD confinés au
fauteuil roulant (Zupan, 1992). Cependant, cette modalité de traitement requiert la
supervision d’un professionnel de la santé, car une erreur dans l’ajustement des
paramètres de l’appareil serait défavorable. Par exemple, une stimulation à haute
fréquence peut aggraver les réactions inflammatoires dans les muscles, comme lors des
exercices de forte intensité.
2.2.1.4. Les exercices d’étirement
Ces exercices sont proposés dans le but de freiner l’évolution des contractures.
Cependant, bien qu’un gain d’amplitude de mouvement soit attribuable à ce type
d’exercices, leurs effets à long terme sur la raideur articulaire et musculaire ne sont pas
supportés par des évidences scientifiques (Magnusson et al., 1998). L’étude de Scoif et al.
(1981) montre qu’un programme d’exercices d’étirement des fléchisseurs plantaires
permet néanmoins de maintenir l’amplitude initiale de flexion dorsal chez les enfants
dystrophiques. Ceci n’est pas sans intérêt, car une réduction d’amplitude articulaire est un
facteur limitant la performance de la marche (Lee et al., 1997; Nadeau et al., 2001).
Comme le développement des contractures survient au moment où l’enfant est confiné au
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fauteuil roulant (McDonald et al., 1995), le maintien de la capacité de marcher devient un
objectif thérapeutique de premier ordre.
2.2.1.5. Les orthèses de correction et de stabilisation
Certains auteurs rapportent que les orthèses de correction pourraient contrer les
effets indésirables de l’immobilisation et freiner le développement des contractures
(lannaccone, 1992; Seeger & Caudrey, 1985). D’autres études ont cependant mis en
doute l’efficacité d’un tel traitement (Fowler & Taylor, 1982; Siegel, 1978). Par contre chez
certains enfants atteints de DMD, le port d’une orthèse de correction combiné à un
programme d’exercices d’étirement des fléchisseurs plantaires pourrait prolonger la
période ambulatoire pour une période de deux ans (Scott et al., 1981). En plus des
orthèses de correction et de stabilisation pour les membres inférieurs, un corset peut être
prescrit dans les stades avancés de la maladie afin de prévenir développement d’une
scoliose.
Des études rapportent que les orthèses de stabilisation de type KAFO (knee-ankle
foot-orthosis) contribuent au maintien des fonctions locomotrices (Archibald & Vignos,
1959; Heckmatt et al., 1985). Cependant selon Bakker et al (2002) et Zitet et Allsop
(1979), la marche des enfants portant ce type d’orthèse ne serait pas fonctionnellement
efficace.
2.2.2. Les traitements chirurgicaux
Différents protocoles ont été développés en chirurgie orthopédique pour corriger
les contractures du membre inférieur chez les enfants dystrophiques (Rideau et al., 1995;
Forst & Fotst, 1999). Les résultats de ces études rapportent une amélioration de
l’amplitude articulaire aux articulations traitées, une correction de la déformation de
l’articulation, un gain ou un maintien de la force des muscles des membres inférieurs ainsi
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qu’une amélioration de la performance à la marche. Cependant, les effets à long terme de
ces opérations disparaissent en raison de l’évolution naturelle de la maladie (Rideau et al.,
1995).
Des chirurgies sont parfois inévitables comme par exemple les chirurgies de
correction de la scoliose. Ces dernières sont nécessaires au maintien des capacités
respiratoires. En contrepartie, certaines interventions chirurgicales pourraient s’avérer
néfastes. Par exemple, un allongement trop précoce du tendon d’Achille peut
compromettre la stabilité du genou chez des patients qui utilisent la raideur des
fléchisseurs plantaires pour compenser une faiblesse des extenseurs du genou
(Khodadadeh et al., 1986). C’est pourquoi nous croyons qu’une meilleure compréhension
des mécanismes biomécaniques inhérents à la marche est nécessaire pour appuyer le
choix de ces interventions. En plus des risques reliés à la chirurgie, les inconvénients
associés à la période de convalescence doivent être considérés.
2.2.3. Les traitements pharmacologiques
Les champs d’action ciblés par les traitements pharmacologiques sont la
production de dystrophine et l’inhibition de la réponse inflammatoire déclenchée par la
contraction musculaire.
2.2.3.1. La production de dystrophine
Chez 5 % à 10 % des enfants atteints de DMD, la cause de la maladie serait
associée à la présence de codons prématurés. Un codon est une unité du code génétique
contenue dans l’ARN messager. Un défaut génétique peut altérer cette structure et
empêcher la production de la dystrophine avant que la protéine ne soit complètement
assemblée. La gentamicine est un antibiotique aminoside qui agit sur les codons
défectueux et permet la production de la dystrophine. Ce médicament a été testé sur la
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souris mdx et son effet sut l’amélioration de la force a été mis en évidence par Barton
Davis et al. (1999). Chez l’humain, l’effet de ce médicament semble également
prometteur. Dans une étude préliminaire, Politano et al (2003) rapportent l’expression de
dystrophine dans les fibres musculaires de patients à qui la gentamicine a été administrée.
2.2.3.2. Les inhibiteurs de la réponse inflammatoire
La prednisone est un médicament à base de stéroïdes. Ses mécanismes d’action
présentent encore des points obscurs, mais il semble que ses cibles d’action soient la
stabilité de la membrane, la modulation des médiateurs inflammatoires et la régénération
des tissus endommagés (Biggar et al., 2002). Des études ont démontré que son
administration freinerait le déclin naturel et prévisible de la force chez les enfants DMD
(Brooke et al., 1987; Fenichel et ai., 1991; Griggs et al., 1991). Aussi, il semble que la
prednisone puisse prolonger la capacité de marcher, et ce, pour une durée de 2 ans
(DeSilva et al., 1987). Cependant, ce médicament est associé à de nombreux effets
secondaires comme l’obésité, l’hypertension artérielle, des changements du
comportement, un retard de la croissance et la présence de cataractes. L’obésité doit
absolument être prévenue afin de ne pas se conjuguer aux effets de la faiblesse et ainsi,
rendre la marche plus difficile. De plus, une forme de myopathie serait associée à
l’administration prolongée de corticostéroïde. Il semble qu’une modification dans le dosage
pourrait diminuer l’incidence de certains effets non désirables.
Le deflazacort est un dérivé synthétique de la prednisone. Des études comparant
les deux médicaments ont démontré que leurs effets étaient similaires en regard de la
diminution du déclin de la force musculaire et de l’amélioration des performances lors
d’activités locomotrices (Reitter, 1995). De plus, un dosage approprié semble réduire les
effets secondaires observés avec la prise de la prednisone, surtout le gain de poids. Selon
certains chercheurs, l’administration de ce médicament à long terme à des enfants DMD
permettrait de préserver leurs fonctions motrices, cardiaques et respiratoires ainsi que le
maintien de l’alignement du rachis (Biggar et al., 2004).
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2.2.4. Les thérapies géniques
Les thérapies géniques consistent à introduire un gène fonctionnel à l’intérieur des
cellules d’un organisme, dans le but de remplacer la fonction d’un gène défectueux
(Biggar et al., 2002). Cette thérapie semble efficace à la condition que la manipulation soit
effectuée sur la majorité des cellules musculaires du patient. Par contre, ceci implique que
l’enfant reçoive de nombreuses injections (ex: 100 injections pour le muscle diaphragme)
ce qui est cliniquement non réalisable (Nowak & Davies, 2004). Aussi, un des effets
associés à l’expression du nouveau gène est le déclenchement d’une réaction
immunologique.
Les plasmides sont de petites molécules d’ADN extrachromosomiques et lorsqu’ils
sont combinés à des rétrovirus, ils peuvent être utilisés pour transférer les gènes d’un
organisme à un autre. Au cours d’études animales, il a été possible d’observer une ré
expression de la dystrophine dans les fibres musculaires chez les animaux ayant reçu
cette forme de thérapie. Une amélioration de la fonction musculaire reliée au nombre de
fibres contenant de la dystrophine a également été démontrée chez ces animaux
(DelloRusso et al., 2002; Dudley et al., 2004).
Les traitements impliquant les cellules souches semblent prometteurs. Dans une
étude sur un modèle animal, la transplantation de cellules souches totipotentes dérivées
de la moelle osseuse d’un donneur sain aurait montré des signes de restauration de la
dystrophine dans les muscles de l’animal traité (Darras et al., 2003). Des indices
démontrant la présence de cellules musculaires dérivées de cellules totipotentes de la
moelle osseuse d’un donneur humain ont également été observés dans les muscles d’un
enfant et ce, 13 ans après que les cellules du donneur auraient été transplantées chez ce
jeune patient (Gussoni et al., 2002).
La correction de la mutation de la dystrophine est aussi une avenue thérapeutiquè
d’intérêt, mais le coût associé aux agents thérapeutiques impliqués dans ce traitement est
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très élevé. Enfin, de nouvelles pistes de traitements sont proposées dans les recherches
portant sur l’inhibition de la dégradation du complexe DAP (dystrophine associated
proteins) et sur les gènes alternatifs (Bonucelli et al., 2007).
2.2.5. Le transfert de myoblastes
Les myoblastes sont les cellules embryonnaires qui donnent naissance aux fibres
musculaires. Au début de la maladie, les myoblastes suffisent à la formation de nouvelles
cellules musculaires, mais progressivement, le potentiel générationnel de ces cellules est
épuisé. Le traitement de la DMD par Te transfert de myoblastes normaux ou
génétiquement modifiés a été mis à l’épreuve lors d’un premier essai clinique effectué
auprès de trois jeunes garçons par Skuk et al. (2004). Les chercheurs ont injecté des
myoblastes provenant de donneurs sains à ces patients. Une biopsie musculaire,
effectuée un mois après la greffe, montre que la transplantation de ces cellules saines a
généré des fibres musculaires présentant de la dystrophine chez les sujets.
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2.3. Modèle théorique reliant les contractures à la performance de
la marche des enfants atteints de DMD
Dans le chapitre précédent, les thèmes de la faiblesse, des contractures et de la
fonction motrice, plus particulièrement la marche, ont été abordés. Les écrits scientifiques
rapportent un déclin de la force musculaire chez les enfants atteints de DMD dès l’âge de
cinq ans. Les muscles croisant les articulations proximales et les muscles extenseurs
seraient plus atteints. En ce qui concerne les contractures, leur présence serait remarquée
chez de jeunes enfants de six ans et leur sévérité augmenterait avec l’âge, de façon
notoire dès l’instant où l’enfant est confiné au fauteuil roulant. Les contractures en flexion
plantaire seraient parmi les premières à se développer. Malgré la présence et la nature
progressive de ces déficiences, l’enfant dystrophique parvient à marcher en utilisant des
mécanismes d’adaptation qui lui sont propres. Ainsi, les études rapportent des
changements cinématiques et cinétiques dans la marche de ces enfants selon le stade
d’évolution de la maladie (Sutherland et al., 1981; Khodadadeh et al., 1986; Boccardi et
al., 1997; Patte et al., 2000; Armand et al., 2005). À mesure que la faiblesse musculaire
progresse, l’enfant se positionne de sorte que, lors de la phase d’appui, le vecteur vertical
de la force de réaction du sol se situe derrière le centre articulaire de la hanche et devant
ceux du genou et de la cheville. Les moments de force externe d’extension produits à ces
articulations sont ainsi contrés par des moments de force interne de flexion. Ces moments
de force internes sont créés par la contraction des muscles fléchisseurs, théoriquement
moins atteints pat la maladie que les muscles extenseurs, de même que par les forces
passives des structures non contractiles entourant l’articulation.
Pour produire un moment net de flexion lots de la marche, les moments créés pat
les forces passives s’additionnent algébriquement aux moments produits par les muscles,
tel que le démontre l’exemple de la cheville présenté à la Figure 6. Dans notre modèle, il
est possible que les moments passifs soient plus élevés si la cheville est contracturée en
flexion plantaire. À certains instants du cycle de marche, la présence d’une telle
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contracture pourrait même compenser la faiblesse des fléchisseurs plantaires et être
bénéfique à la marche des enfants atteints de DMD. Nous croyons qu’il en serait de même
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Figure 6: Schématisation du moment net de flexion plantaire créé par la sommation
algébrique des moments produits par les forces actives et passives qui agissent sur la













Chez les sujets sains, les moments passifs contribuent à la production de 10 ¾ à
20% du moment net à fa cheville (Siegler et al., 1984). Au genou, Mansour et al. (1986)
avancent que les moments nets de flexion sont purement passifs entre 30 % et 40 ¾ du
cycle de marche. À la hanche, Yoon et aI. (1982) rapportent des contributions théoriques
des moments passifs allant de 50 % à 100 ¾ du moment net de flexion, mais ces valeurs
ont été jugées excessives par Vrahas et al. (1990). Ces derniers concluent à une
contribution maximale des moments passifs de 10 ¾.
Chez les sujets atteints de diverses pathologies, les moments passifs peuvent
représenter une plus grande proportion du moment net. Par exemple, il a été démontré
que la contribution passive des fléchisseurs plantaires aux moments nets de flexion
plantaire lors de la marche était augmentée chez les sujets hémiparétiques (Siegler et al.,
1984; Lamontagne et al., 2000) et chez des enfants atteints de paralysie cérébrale
(Tardieu et al., 1989). Les moments nets de flexion plantaire étant souvent moindres chez
ces groupes de sujets, la contribution des moments passifs est donc favorisée. L’apport
des moments passifs dans la marche peut être avantageux, car le coût énergétique de ces
moments est moins élevé que celui résultant de la contraction musculaire. L’effet des
contractures serait égaTement avantageux chez les enfants qui marchent sur le bout des
pieds. Sans avoir calculé la contribution des moments passifs comme tel, Kerrigan et al.
(2000) concluent que le fait de positionner le pied au sol en flexion plantaire raccourci le
bras de levier du vecteur vertical de la force de réaction du sol. Ainsi, l’effort demandé aux
fléchisseurs plantaire pour contrer cette force lors de la phase d’appui est moindre. Cette
position du pied implique que le vecteur vertical de la force de réaction du sol passe aussi
devant de genou, le fixant en extension et assurant sa stabilité. Donc chez les enfants
atteints de DMD, en plus de participer au moment net de flexion plantaire, les contractures
pourraient aussi aidé à stabiliser le genou.
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2.3.1. Rôle des contractures en flexion plantaire et en flexion de la hanche
lors de sous tâches de la marche
2.3.1.1. Contribution des contractures en flexion plantaire dans le contrôle de
l’effondrement du corps
Selon Winter (1988), l’entrée en jeu successive des extenseurs de la hanche, des
extenseurs du genou et des fléchisseurs plantaires contribue au contrôle de l’effondrement
du corps lors de la marche normale. Étant donné que les enfants atteints de DMD
présentent un déclin préférentiel de la force des muscles proximaux, les muscles
extenseurs de la hanche et du genou seront plus atteints que les fléchisseurs plantaires,
surtout dans les premiers stades de la maladie. Le triceps sural joue donc un rôle
essentiel dans la stabilisation du membre inférieur chez les enfants dystrophiques, non
seulement en raison d’un déclin plus tardif de la force observé pour ce groupe de muscles,
mais aussi en raison des forces passives possiblement plus élevées dues à la présence
de contractures.
C’est lors de la phase d’appui que les moments passifs produits par les
contractures en flexion plantaire peuvent aider la contraction active du triceps sural. À cet
instant du cycle de marche, la cheville s’étire progressivement vers une position de flexion
dorsale et l’intensité des moments de résistance passive augmentera en fonction de
l’accroissement de cet angle de flexion dorsale compte tenu de la nature de la relation
moment-angle (Magnusson, 1998; Harlaar et al., 2000). En raison du phénomène
d’hystérésis, la quantité d’énergie élastique emmagasinée durant l’étirement de la cheville
ne sera pas entièrement restituée lors de son retour vers un mouvement de flexion
plantaire. C’est pourquoi nous croyons que la contribution des moments passifs associés
à une contracture en flexion plantaire sera plus importante à la fin de la phase
d’absorption d’énergie qu’au début de la phase subséquente de génération d’énergie.
Une position en extension du genou tout au long de la phase d’appui, comme le
démontre les études sur la marche des enfants atteints de DMD, pourrait aussi favoriser
une participation des contractures en flexion plantaire. En effet, une telle position au
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genou allonge les muscles gastrocnémiens. Ainsi, la raideur des gastrocnémiens peut
s’opposer au moment externe d’extension causé par la force de réaction du sol qui passe
devant le genou. Les contractures en flexion plantaire peuvent par ce mécanisme
contribuer à la stabilisation du genou.
23.1.2. Contribution des contractures en flexion de la hanche sur le maintien de
l’équilibre du tronc et sur la production du moment net
Les stratégies qu’utilisent les enfants dystrophiques pour maintenir le tronc en
équilibre lors de la marche n’ont jamais été analysées de manière rigoureuse. Les
cliniciens avancent que les enfants emploient la raideur passive des fléchisseurs de la
hanche pour empêcher le tronc d’aller en extension lors de la station debout (]ohnson,
1977). Ceci pourrait théoriquement être possible à la marche, car lots de l’analyse de la
position du vecteur de force associé au poids du tronc, ce dernier passe derrière la
hanche. Aussi à la marche, à mesure que la hanche passe d’une position de flexion à une
position d’extension lots de la phase d’appui, les fléchisseurs de la hanche s’allongent
progressivement. L’intensité des forces passives augmenterait avec cet allongement,
amenant une contribution plus importante des moments passifs aux moments nets de
flexion à cet instant du cycle de marche.
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2.4. Objectifs et hypothèses de la thèse
2.4.1. Objectif général et hypothèse générale de la thèse
À notre connaissance, l’interrelation entre la faiblesse, les contractures et la
performance à la marche n’a jamais été étudiée chez l’enfant atteint de DMD. L’objectif
général de la thèse est de quantifier les moments passifs de flexion à la hanche et à la
cheville et de déterminer leur contribution aux moments nets de flexion produits lors de la
marche chez des enfants atteints de DMD. Nous proposons de vérifier l’hypothèse
générale suivante : en raison de la présence de contractures en flexion à la hanche et à la
cheville, les moments passifs de flexion seront plus élevés chez les enfants dystrophiques
que chez des enfants en santé; une contribution plus importante des moments passifs aux
moments nets de flexion lors de la marche est attendue à ces deux articulations chez les
enfants dystrophiques.
2.4.2. Objectifs spécifiques de la thèse
Les objectifs spécifiques sont les suivants:
1. Décrire le patron de marche des enfants atteints de DMD en référence à celui
d’enfants en santé à l’aide d’une analyse biomécanique tridimensionnelle en
prenant la vitesse de marche en considération.
2. Estimer si, en raison de la présence de contracture en flexion, les enfants
atteints de DMD présentent des moments passifs de flexion de plus grande
intensité à la hanche et à la cheville lorsqu’ils sont comparés à des enfants en
santé.
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3. Calculer la contribution des moments passifs créés par les contractures aux
moments nets de flexion produits à la hanche et à la cheville lors de la marche à
vitesse naturelle chez des enfants atteints de DMD et chez un groupe d’enfants en
santé.
Les hypothèses en lien avec ces objectifs sont énoncées en avant-propos des
articles scientifiques présentés ultérieurement au chapitre des résultats.
Chapitre 3: Méthodologie
L’essentiel de la méthodologie que nous avons développée pour évaluer Ta
contribution des forces passives créées par les contractures en flexion au moment net
produit lors de la marche est décrit dans l’article suivant: «Evaluation of joint stiffness
component in the gait of chiidren with Duchenne dystrophy ». Cet article est publié dans la
revue Clinical Orthopeadics and Related Research, 2006, 456 :51-57. Les auteurs sont
Nathaly Gaudreault, Denis Gravel, Sylvie Nadeau, Pierre Desjardins et Anabèle Brière.
À lui seul, cet article ne permet pas l’appréciation de l’ensemble des aspects
méthodologiques considérés dans la thèse. C’est pourquoi une section complémentaire a
été ajoutée à la suite du manuscrit afin de faire le lien entre les différentes procédures
expérimentales proposées et les objectifs de la thèse.
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31. Deuxième article: Evaluation of joint stiffness component in
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3.1.1. Abstract
Joint contractures are the second major impairment affecting the locomotor system
of chiidren with Duchenne muscular dystrophy (DMD). Whi!e the negative influence of joint
contractures has been documented, the passive moments produced by joint contractures
could benefit the gait of patients with muscle weakness. We describe a biomechanical
mode! that quantifies the mechanical contribution of ankle and hip flexion contractures to
the gait of DMD chiTdren. Kinematic and kinetic parameters were measured under the
same experimental conditions during the gait and passive resistance assessment of two
subjects, one healthy child as a control and one child with DMD. The child with DMD had a
plantar flexion contracture and a greater stiffness coefficient than the control child. During
gait, the contribution of the ankle passive moment to the net moment was more important
for the child with DMD than for the control child. At the hip, passive joint moments and
passive moment contribution were more important for the control child but this was not
related to the presence of hip flexion contracture. These preliminary resuits suggest the
model might be used to evaluate contractures effect on a larger cohort of subjects.
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3.1.2. Introduction
Duchenne muscular dystrophy (DMD) is an X-linked recessive disorder affecting
approximately 1 in 3500 males (Roland, 2000; Biggar et al., 2002). The cause of this
disease has been linked to a deletion in the xp2l gene, leading to a Iack 0f dystrophin
(Ibraghimov-Beskrovnaya et al., 1992; Rybakova et aI., 2000). No definitive cure exists so
far for DMD. The mainstay of the treatment is to improve the children’s quality of life by
pteserving independent ambulatory skills. To achieve this, impairments associated with
this disorder must be identified and their effects on gait quantified. Muscle weakness is the
major impairment present in chiidren with DMD and in the lower limbs it affects the
extensor muscles more than the flexor muscles (Scott et al., 1982; McDonald et al., 1995).
Considering muscle strength is an important determinant of gait performance (Winter,
1980; Anderson & Pandy, 2003; Nadeau et al., 2001), the progressive decrease of muscle
sttength observed in children with DMD wiIT eventually compromise normal walking. After
muscle weakness, joint contractures represent the second most important impairment
affecting the Iocomotor system of chiidren with DMD (see Gaudreault et al., 2005). They
are mainly present at the ankle (plantar flexion contracture), at the knee (flexion
contracture) and at the hip (flexion and/or abduction contracture). As a consequence, an
excessive resistance can be observed when attempting to passively mobilize the
contractured joint into its available range (Lamontagne et aI., 1997; Harlaar et al., 2000).
Ihis passive resistance can be evaluated experimentally using three variables derived
from a moment-angle curve: 1) the passive moment obtained at a specific angle; 2) the
angle obtained for a specific moment applied; and 3) the stiffness coefficient, which is the
slope of the moment-angle curve (Magnusson et al., 1998; Harlaar et al., 2000; Gajdosik,
2001).
During gait, the net moment of a joint is equal to the sum of the active moment
produced by muscle contraction and the passive moment associated to the joint’s non
contractile structures (eg, capsule and connective tissues). The increased passive
moments associated to joint contractures may have a negative influence on gait, and
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evidence inthe literature support this contention (Messier et al., 1992; Shimada, 1996; Lee
et al., 1997). However, contractures could also be beneficial to gait and in that case, theit
treatment should be based on a clear understanding of gait biomechanics. Lamontagne et
al (2000) report that ankle joint stiffness associated to ankle plantar flexion contractures
can partially compensate for weakness of the ankle plantar flexors at specific instance of
the gait cycle. Khodadadeh et al (1986) report that equinus contractures observed in DMD
chiidren may contribute to knee stability during stance and ptoposed that triceps surae
tendon lengthening should be postponed. These findings raise the following questions: (1)
do DMD children have increased ankle and hip joint passive flexor moments compared to
a normal healthy child and if so, could these increased passive moments be associated to
the ptesence of contracture? (2) Could these children use the passive moment of their
contractures to partially compensate their loss of strength at specific instants of the gait
cycle?
We present an original method for measuring the passive moments produced by
ankle flexion contracture and the hip flexion contracture and introduce a biomechanical
model that quantifies the contribution of the passive moments measured at these two
joints to the net moments ptoduced during gait.
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3.1.3. Materials and methods
Two children wete recruited for this diagnostic study. One healthy child (11,4 yrs,
36,4 kg, 1,44 m) was recruited as a control and one child with DMD (10,6 yrs, 25,2 kg,
1,29 m) was recruited to demonstrate the application of the model. The child with DMD
was recruited from the neuromuscular disease clinic of the CHU mère-enfant Ste-Justine,
Montreal, Canada. The patient had a score of 3 on the Vignos scale (Vignos et al., 1963).
This scale comprises 10 grades and isa measure of the functional status of children with
DMD. At grade 3 of the disease process, the child can walk unassisted and he can climb
stairs slowly with aid of railing. The control child had to present with no previous history of
injury or disorders of the lower limbs. Both children were able to walk 5 m unaided along
the laboratory walkway for at least 10 trials with rest periods between trials if needed. Aftet
receiving explanations regarding the experimental protocol, the chiidren and their parents
signed a written consent form approved by the hospital ethics committee. The plantar
flexion contractures and hip flexion contractures wete chosen because hip and ankle joints
are mainly involved in the forward progression of the body during gait through energy
generation and absorption mechanisms. The joints contractures’ contribution was
estimated for the phases of gait where the ankle and hip joints are stretched in extension.
To demonstrate the model application, we had to estimate the net and the passive
moments produced at the ankle and the hip. Joint kinematic and kinetic data during the
gait of the children and during passive mobilizations into maximal available ankle
dorsiflexion and hip extension movements (sagittal plane) were recorded. We calculated
the net plantar flexion and hip flexion internai moments from the gait assessment data. We
estimated the passive moments from the passive moment-angle curies obtained from the
measurements of the passive tesistance offered by the joints as they were passively
mobilized in extension. These data were obtained under the same experimental conditions
as in gait. Both measurements, gait and passive moment ptoduced by the joints’
resistance to stretch, were performed on the same day and at approximately the same
moment of the day for both chiidren. We then apply the following model to evaluate the
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relative contribution of the ankle plantar flexors and hip flexors passive moment to the net
moment produced during gait and this, for specific joints angles. These angles
corresponded to the range covered by these two joints as they moyeU toward extension
during gait, and this range had to reflect joints energy absorption:
RPCa1= ( EPMaj/NMGa1) X 100
where RPC31 = relative passive moment contribution at a specific angle for a given
joint during gait, EPMa1 = estimated passive moment at a specific angle for a given joint
j, NMGa1 = net moment at a specific angle a for a given joint during gait.
Prior to gait and passive resistance assessment, we obtained hip and ankle joints
passive range of motion (ROM) data with a goniometer. The two chiidren were then asked
to walk over 12m along the laboratory walkway at their usual speed. Kinematic and kinetic
data were collected for five trials, and rest periods between trials were allowed to avoid
fatigue. To reduce the time required to install the markers and prevent fatigue analyses
were per[ormed on the right lower limb only. Kinematic gait parameters were measured
with an Optotrak infrared movement analysis system (camera model: 3020, Northern
Digital Inc., Waterloo, Ontario, Canada) using three-dimensional (3D) coordinates obtained
from markers placed on the following body segments: the right foot (thtee markers
prepositioned on a rigid triangle placed on the lateral side of the foot); the right Ieg (lateral
malleolus, midportion of the shank, fibular head); the right thigh (thtee markers
prepositioned on a rigid triangle placed on the posterolateral surface of the thigh); the
pelvis (right iliac crest, left and right postero-superior iliac spine (PSIS), the trunk (L3, T6,
T6 paraspinal); and the head (C7, Ieft and right occiput). The position of the markers
remained the same for the gait and the dynamometric assessments. Trials performed on
pilot subjects revealed the use of rigid triangles with prepositioned markers for the foot and
o
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the thigh segments were helpfui to accelerate marker placement on the subjects and to
optimize marker identification. The sampling rate was set at 60 Hz. In addition to the
markers, 12 bony landmarks were digitized using a probe to define joint axis and segment
orientation in terms of anatomical landmarks. These points were the anterior tip of the
midfoot, the heel, and the fifth metatarsal head for the foot segment, the medial and lateral
malleoli for the leg segment, the medial and femoral condyles for the thigh segment, the
right and left antero-superior iliac spine (ASIS) and the right and left mid point of the iliac
crest for the pelvis segment and the left gienohumeral joint, just below the tip of the
accromion, for the trunk segment. We filtered ail the kinematic data with a fourth-order
Butterworth zero lag filter with a cut-off frequency of 6 Hz. For the kinetic parameters,
AMTI (Advanced Mechanical Technology, Watertown, Massachustts, U.S.A) force plates
embedded in the floor were used to record the ground reaction force at a frequency of 600
Hz. The data were filtered with a fourth-order Butterworth zero-lag filter, with a cut-off
frequency of 10 Hz and resampled at 60 Hz to match the kinematic data. The net moments
at the ankle, knee, and hip joints were caiculated using an inverse dynamic approach with
custom software.
The net moments and angles obtained during gait and passive resistance
evaluations of the joints were expressed in the same joint reference system. This system
of axes was formed by the transverse axis of the joint (fiexion/extension in the sagittal
plane), the longitudinal axis of the distal segment (torsion), and a third axis normal to the
other two (abduction) (Grood & Suntay, 1983; Wu & Cavanagh, 1995). For the ankle joint,
the transverse axis was represented by a vector passing through the malleoli whereas, for
the hip joint, it was defined by the vector joining the femoral heads. This joint reference
system is generaliy flot orthogonal and the moment about its axes must be determined
using a [3 x 3J Jacobian matrix (Fujie et al., 1996).
We identified the energy absorption phase using the polarity of the net power at the
ankie and hip joints in the sagittal plane. Power was estimated by multiplying the joint
angular veiocity by the net joint moment produced in that plane using the same reference
system. For both joints, a power value with a negative polarity reflected a stretching
behaviour of the joint and was associated with energy absorption by the active muscle
65
contraction or by the passive joint structures. EMG signal was used to determine whether
active or passive component was involved. We positioned four pairs 0f EMG electrodes on
the muscle beliy of the tibialis anterior, the lateral head 0f the gastrocnemius, the mediai
hamstrïng, and the rectus femoris. The EMG signais were coiiected usïng a telemetric
system (NORAXON teiemyo System, Scottsdaie, Atizona, U.S.A). Two computers iinked
to each other were used to record EMG, kinematic and kinetic data simultaneousiy.
Foot switches iocated on the soie 0f the participants’ shoes at the heel, the
metatarsai heads, and at the toes aiiowed the recording of the stride characteristics. From
these data, stride length, cadence, and gait velocity can be determined for each gait cycle.
To obtain the kinematic and kinetic data for one complete cycle, the signais from the foot
switches and from the force plate were coupied using custom software deveioped to
determine the limits of each cycle, which were normalized to 100%. Three trials out 0f five,
showing similar speed and cadence, were averaged for each subject.
The passive resistance measurements were performed using a triaxiai force/torque
dynamometer (Figure 7) consisting 0f a small transducer (AMTI MC3A, Watertown,
Massachustts, USA) fixed to a handie (Riener & Edrich, 1999).
Figure 7: The evaluator applïed a tangential force on the foot wïth a triaxial dynamometer
during EPM assessment ofthe ankle.
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This instrument was used to dispiace the limb segments. For the ankle joint
passive moments measurements, the subjects were lying supine on an examination table
with the right foot hanging at the end of the table (Figure 7). To evaluate EPMa,ankle, the
moment-angle curve was obtained by passively moving the ankle, with a force tangential
to the transverse axis of the joint, in maximal dorsiflexion with the dynamometer placed
between the evaluator’s hand and the foot at the level of the metatarsal heads. Because
the triceps surae is a biarticular muscle and considering the knee joint may flot be in
complete extension throughout the stance phase of gait, five trials were conducted with the
knee joint fixed at 00 of extension and five other trials were conducted with the knee joint
stabilized at 100 and at of flexion. The ankle was pushed until maximum available range of
dorsiflexion was obtained to ensure the range of movement coveted was at least
equivalent to the range covered by the ankle during the stance phase of gait. Ten trials
wete recorded.
For the hip evaluation, the subjects were positioned lying on their left side with their
pelvis stabilized in a frame (Figure 8). The right lower extremity was supported by a
suspension system to eliminate gravity and to help lower Timb muscles relaxation. Using a
plumb line, the rotation axis of the cable of the suspension system was aligned with the
rotation axis of the hip, which was represented by the palpable tip of the greater
trochanter. Because perfect alignment of the anchor point of the suspension system at the
ceiling with the hip axis was hard to achieve, unwanted moment could be created at the
hip by the suspension cable. To consider this effect, the force in the suspension cable was
measured by a uniaxial force transducer (Inter Technology, 363-D3-200-20P3, Don MilIs,
Ontario, Canada ) (Figure 8). The pose (position and orientation) of the force vectors was
obtained dynamically from the 3D coordinates of six infrared markers mounted on the
triaxial transducer and six others attached to a circular disc fixed perpendicularly to the
suspension cable. The triaxial transducer and the cable are then considered as rigid
bodies and poses were calculated using fout least-squares formulation algorithms (Eggert
et al., 1997). We selected the formulation that gave the smallest RMS error when applied
to the rigid bodies and when compared with the actual values of the markets. To evaluate
EPMahip, the moment-angle curve was obtained by passively moving the hip in extension
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with a force tangential to the transverse axis 0f the hip. The dynamometer was positioned
between the distal end of the thigh segment and the evaluator’s hand. As for the ankle
joint assessment, the maximum available range ot extension was achieved to be able to
calculate moment va’ues for the same hip movement range as covered during the stance
phase of the gait cyc!e.
Figure 8: For the EPM assessment of the bip, the subject was Iying on his Ieft side and the
right Iower 11mb was supported in a suspension system to counteract gravity.
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For both joints, we calculated net moments and joint position using the same
method as during the gait assessment and the corresponding passive moments were
estimated using an inverse dynamic approach with custom software (Hof, 1992). In the
case of the ankle joint, the forces acting on the dynamometer consisted of the gravitationai
moment, the dynamic moment due to the inertial effect and the passive resistance
generated by the plantar flexors. We took special care to move the joint very slowiy so the
passive velocity-dependant effects could be neglected (Taylor et al., 1990; Gajdosik, 1997;
Lamontagne et aI., 1997). In view of the light weight of the foot segment, the gravitational
effect was assumed minimal (Riener et al., 1999). For the hip joint, the gravitationai effect
component was equai to zeto, assuming the thigh segment was resting in the suspension
system and the rotation axis of the hip and of the suspension cable were aligned. In the
case of a misalignment, it was possible to correct for these forces because the strain force
applied on the suspension cabie was known as well as its pose.
The moment-angle curves were first obtained from the passive resistance
measurements of both joints of the subjects in order to verify if the relationship between
the variables (moments and angles) corresponded to what was found in the literature
(Magnusson, 1998; Harlaar et al., 2000).
To eliminate unwanted muscle activity during the EPM measurements of both
joints, we recorded EMG signais and rejected trials demonstrating muscle activity in the
tibialis anterior or the triceps surae for the ankle measurements and in the rectus femoris
or the hamstring during the hip measurements. For both subjects, the passive resistance
fora given joint was quantified by: (1) the moment (Nm) obtained at an angle common to
both subjects; (2) the angles (°) measured for the same moment appiied; and (3) by the
stiffness coefficient (NmI°) calcuiated for the same angular displacement, which was set at
50 The peak moment value (peak EPM) obtained at the end of the avaiiabie range was
also measured.
We computed ankle and hip joint NMG values for aIl the joint angles covered during
the stance phase, which occurs from O to 60% of the complete gait cycle. Because of the
hysteresis phenomenon (Magnusson, 1998), we expected the joint EPM contribution to be
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greater in the phase of the gait cycle where the ankle and the hip where stretched towards
extension than when the joints moved into flexion. Thus, using power value as a teference,
the range of extension associated with energy absorption (negative power values) during
gait was identified for both joints and RPCa,j was calculated for these phases of gait. Using
the angle values as a reference, we resampled the NMG and EPM data for three trials to
provide values at each 0.5°. Then, the EPM corresponding to each angle observed during
the energy absorption phase of gait was found and the value was divided by the NMG to
give the RPCaj. In order to establish a mean profile for each subject, the range
corresponding to the absorption phase were normalized from 0 to 100% and data (angle,
NMG, EPM and RPC) were presented at each 1% on the energy absorption phase.
3.1.4. Results
The moment-angle curves show the moments increase nonlinearly as the joints are
moved to their maximal available extension range (Figure 9). At the ankle joint, the results
show that the children had similar peak EPM values (Table 1). From the moment-angle
curve, the passive moment obtained at an angle common to both subjects and the angles
obtained for a specific moment applied demonstrates that the DMD child has increased
passive resistance when its ankle was stretched into dorsiflexion compared to the control
child (Figure 9). Also, the stiffness coefficient of the child with DMD (0.86 Nm!°), calculated
for a common range of extension corresponding to the ascending portion of the curve
(100° to 105°), was higher than the stiffness coefficient of the control subject (0.64 NmI°),
calculated for the same range. The child with DMD had a contractured ankle with a less
than normal dorsiflexion ROM (Table 1).







DMD child Control child
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Figure 9: This figure shows moment-angle curves obtained from the EPM assessment of the
ankle of the two subjects. The curve of the child with DMD is steeper than the curie of the
control child, reflecting an increased passive resistance at the DMD child’s ankle. The
hysteresis phenomenon, the difference between the energy absorbed during the stretching
phase (dorsiflexion movement) and the energy released during the return phase (plantar
flexion movement) can be observed.
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Table I Subjects characteristics and selected variables values
Characteristic DMD Subject Control Subj ect




Clinical measures Ankle Flip Ankle Hip
Joints range in extension (°) 12 27 24 32
Prensence of contracture yes no no no
Dynamometric assessment Ankle Flip Ankle Hip
PeakEPM1(Nrn) 14.1 6.3 13.7 10.9
Stifffiess coefficient (NmJ°) 0.86 0.15 0.64 0.51
Gait assessrnent
NIVIG2tNm) at the end of energy
absorption phase ofgait 21.4 14.5 40.9 17.9
EPM Nrn) at the end of energy
absorption phase ofgait 6.4 4.8 7.9 8
Contribution
RPC3 (%) at the end of energy
absorption phase ofgait 29.9 33.1 19.3 44.7
EPM: Estimated Passive Moment
2 NMG: Net Moment during Gait
RPC: Relative Passive moment Contribution
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At the hip joint, the control subject had a greater peak EPM than the child with
DMD (Table I). The control child had a greater moment value (7.6 Nm) measured at a
common extension angle of 100 than the child with DMD (3.6 Nm) and he presented a
smaller extension angle (12°) than the child with DMD (25°) fora common applied moment
of 6 Nm (Figure 9). Finally, the control child demonstrated a greater stiffness coefficient
value than the child with DMD (0.51 Nm!° versus 0.15 Nm!°, for extension angles from 15°
to 20°). Both children had normal hip extension ROM.
The control child had higher peak NMG values than the child with DMD and this, at
both joints (Table 1). The relative contribution of the passive moments of the contractures
(RPC) to the net moment at both joints was estimated and a quasi-constant RPC of 29.9%
was observed at the ankle for the DMD subject during the second half of the dorsiflexion
movement (Figure 10). For the control subject, during that same portion of the dorsiflexion
movement, the RPC decreases from 28% to 19.3%. Therefore at the ankle joint, the RPC
to the peak NMG, which was measured close to the end of the energy absorption phase, is
greater for the DMD subject than for the control subject. At the hip joint, both subjects
show a slight decrease in the RPC values in the second half of the curve as the hip moved
towards extension during gait and the RPC profile of the control subject is similar to the
RPC profile of the DMD subject (Figure 11). However, the RPC to the peak NMG at this
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Figure 10: This figure illustrates the NMG, EPM and RPC for both subjects as a function of
the energy absorption phase identified during gait. The ankle angles corresponding to the
energy absorption phase of each subject are provided parenthetically. From 50% to 100% of
the absorption phase of gait, the plantar flexion contracture of the child with DMD
contnbutes considerably (29.9%) to the net moment production at the ankle.
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Hïp joint passive moment contribution
Control subject (-3° to 14°)
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I
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DMDsubject(-2°tol9°)
Hip angular dispiacement in extension (%)
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Figure 11: This figure illustrates the NMG, EPM and RPC for both subjects as a function 0f
the energy absorption phase identified durïng gait. The hip angles corresponding to the
energy absorption phase of each subject are provided parenthetically. The RPC profile ofthe
control subject is similar to the RPC profile of the DMD subject. No contractures were found
at the hip of either child on clinical examination.
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3.1.5. Discussion
The passive moments in plantarflexion and hip flexion were measured and a
biomechanical mode! that quantifies the contribution of these passive moments to the net
moment produced at these two joints during gait was elaborated in order to quantify the
role of joint flexion contracture to the gait of DMD children.
We intended this as a demonstration of a method, therefore, a major limitation is
reporting results from only two subjects. Interpretations made from these resuits should
not be drawn and rather they should serve as observations to demonstrate the applicability
of the method. The fact that the subjects were in different positions for EPM (lying) and
NMG (standing) can constitute a limit to the protocol. We believe that errors related to that
were of minimal importance since the joints’ angular displacement and moments were
calculated with the same approach and in the same reference system.
The peak EPM value measured at the ankle joint was about the same for both
children. However, this does not imply both children had the same resistance to stretch
when their respective ankle was moved in extension. When one looks at the passive
resistance parameters measured (the passive moment obtained at a specific angle, the
angle obtained for a specific moment applied and the stiffness coefficient) the child with
DMD had a tendency to present greater ankle passive moments than the control child.
ROM evaluation showed that the ankle of the child with DMD is contractured with a less
than normal ROM in ankle dorsiflexion. The presence of an ankle plantarfiexion
contracture is reflected in the results of the present study by an increased joint passive
resistance when the ankle is moved in dorsiflexion. This contracture can be caused by a
shortening of these muscles associated with the child’s tendency to keep its ankle in an
equinus position during gait and!or to the observed calf pseudo-hypertrophy.
At the hip joint, however, the control subject demonstrates higher passive
resistance values for aIl the parameters when stretched in extension. Neither of these
o
76
chiidren had hip flexion contracture on clinical evaluation. The control child was certainly
more active than the child with DMD and on clinical examination he had stronger hip flexor
muscles. Thus, a larger muscle mass can contribute to the higher passive resistance
values observed for the control child at that joint (Gajdosik, 2001).
The moment value for a given angle decreases as the joints return to their starting
position (Figure 9). This effect is related to the hysteresis phenomenon. The energy
absorbed while the joint is stretched can be expressed as the area under the curve.
Hystetesis reflects the energy loss during the return phase of the movement and is
calculated from the difference between the energy absorbed during the stretch phase and
the return phase (Magnusson et al., 1998). These resutts support the decision to calculate
the RPC during the lengthening phase of the gait cycle otherwise energy would be lost at
the beginning of the energy generation phase.
As mentioned above, RPC was calculated at both joints as they wete being
stretched towards extension during stance phase of gait. The mode! uses a ratio and, as a
result, high contribution values are observed in the early portion of the extension
movement since the values of the denominator (NMG) are very small. Thus,
interpretations made in the first half of the extension movement are of little interest. At the
ankle, the RPC of the plantar flexion contracture to the peak ankle NMG is greater for the
child with DMD. This is not explained by a greater EPM value for this child (6.4 Nm)
compared to the control child (7.9 Nm) at the end of the stance phase where the joint is
stretched but rather by a lower NMG value (21.4 Nm for the child with DMD vs 40.9 Nm for
the control child) at that instance of the gait cycle. This suggests the passive resistance cf
the plantar flexion contracture may be helpful to this child because it contributes up to
29.9% of the NMG. This increased contribution appeared not only at a precise time related
to peak NMG but also during the course cf the second half cf the joint’s stretching phase
cf the movement (Figure 10). For the contre! child, the RPC of the plantar flexors
decreases as the joint reaches maximal dorsiflexion, meaning this child relies more and
more on active contraction cf its plantar flexors for net moment production (Figure 10). At
the hip joint, the RPC to the peak NMG s greater for the control child (44.7%) than for the
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child with DMD (33.1%). In this case, the higher contribution value seems to be associated
with the greater EPM value calculated for the control child.
The DMD chiid had a contractured ankle which demonstrates an incteased passive
resistance when moved in dorsiflexion as measured with three parameters. tn the second
portion of stance, the passive moments associated to this increased passive resistance
can partially compensate for the loss of strength during gait. Ankle plantar flexion
contracture could be beneficial to the gait of this child and this should be kept in mmd if a
treatment option for its contractured ankîe is considered. This interpretation does not apply
to the hip joint since the children who participated to the study did not have flexion
contractures. Obviously, our data cannot be generalized to ail children with DMD.
However, it seems that the biomechanicai model proposed here can be used on a larger
cohort of chifdren in a hypothesis-driven study to better answer out tesearch questions. b
the authors’ knowledge, flexion contractures have neyer been quantified for children with
DMD and the possible contribution of the contractures to gait has neyer been investigated.
The main advantage of the method is that kinematic and kinetic parameters of the
segments are measured under the same experimentai conditions and joints moments and
angles are calculated using the same method in gait and passive resistance assessment.
That way, errors related to matching between angular measurements taken from
dynamometric and gait assessments are minimized. Moreover, since locomotion is not
restricted to the sagittal plane, 3D analyses are more accurate than 2D analysis, which
assumes movements always occur in the sagittal plane. Also, the experimental protocol
can be compieted within two hours and the children did not report any discomfort.
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3.2. Section complémentaire à la méthodologie
3.2.1. Devis expérimentaux utilisés dans les études de la thèse
La mise au point d’un protocole expérimental novateur permettant de quantifier la
contribution des contractures aux moments nets lots de la marche des enfants DMD
constitue la première étape de la thèse. L’étude présentée dans ce chapitre est donc
basée sur un devis de recherche de développement. Aucune hypothèse n’a été soumise à
l’épreuve des faits. Pour ce qui est des articles qui seront présentés dans le chapitre des
résultats, des études descriptives ont été utilisées afin de tester les différentes hypothèses
énoncées. Ce devis ont permis, pour les articles Contribution of hip joint passive moments
during the gait of children with Duchenne muscular dystrophy et Mechanical contribution of
ankle plantar flexion passive moments during the gait of Duchenne muscular dystrophy
children l’appariement du modèle théorique de contribution des contractures décrit au
chapitre 2 aux résultats observés au chapitre 4. À l’aide de ces devis, l’hypothèse
générale de la thèse été soumise à l’épreuve des faits.
3.2.2. Participants, critères d’inclusions et procédure de recrutement
Pour être admissibles à l’étude, les enfants atteints de DMD devaient rencontrer
les critères d’inclusion suivants 1) présenter un diagnostique de DMD confirmé, 2) être
en mesure de marcher de manière autonome sans aide technique sur une distance de 5
mètres, 3) ne présenter aucun trouble cognitif sévère, 4) n’avoir subi aucune blessure aux
membres inférieurs qui pourrait provoquer une modification du patron de marche de
l’enfant et 5) n’avoir subi aucune chirurgie aux membres inférieurs. Les deux derniers
critères s’appliquaient également aux enfants en santé.
o
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L’approbation du projet a tout d’abord été obtenue auprès des comités d’éthique à
la recherche du CRIR et du CHU Mère-Enfant Sainte Justine de Montréal (voir copie du
certificat d’éthique en annexe). Ensuite, les enfants atteints de DMD ont été recrutés à la
clinique des maladies neuromusculaires du CHU Mère-Enfant Sainte Justine de Montréal
avec la collaboration de la physiothérapeute et du médecin responsables de cette clinique.
Ces cliniciens ont présenté une lettre expliquant la nature de l’étude aux parents lors de la
visite bi-annuelle des enfants à la clinique. Les parents et les enfants intéressés à
participer ont été invités à contacter les chercheurs responsables du projet. Au total, onze
enfants dystrophiques âgés de 7 et 15 ans ont pris part à l’étude. Pour des fins de
comparaison, quatorze enfants en santé correspondant au même groupe d’âge et
présentant un profil anthropométrique semblable ont également pris part à l’étude. Ces
enfants ont été recrutés parmi les enfants des employés et des chercheurs du centre de
recherche.
3.2.3. La mesure des variables à l’étude dans la thèse
3.2.3.1. Les variables cliniques
Les mesures d’amplitudes articulaires passives ont été obtenues à l’aide d’un
goniomètre universel et ce, à la hanche, au genou et à la cheville. Le choix des critères qui
ont servi à déterminer la présence d’une contracture en flexion est basé sur le protocole
d’évaluation clinique des enfants atteints de DMD proposé par Btooke et al (1981a). Selon
ce protocole, une diminution de 5 degrés de l’amplitude articulaire normale de flexion
dorsale à la cheville indique la présence d’une contracture en flexion plantaire. Une
amplitude de 20 O est considérée comme étant l’amplitude normale de flexion dorsale chez
les enfants. À la hanche, ces auteurs considèrent la position neutre comme l’amplitude
maximale normale en extension et une contracture en flexion à la hanche est déterminée
si la position neutre ne peut être atteinte lors de la mobilisation passive en extension.
Selon Boone et al., (1978) l’erreur de mesure en goniométrie serait de moins de 5° pour
ces deux articulations, ce qui supporte le choix de ce critère.
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Le test de Thomas a également été utilisé pour évaluer la présence d’une
contracture en flexion à la hanche (Thomas, 1876). La procédure de ce test est la
suivante : le sujet est assis et se couche ensuite, de sorte que ses tubérosités ischiatiques
sont positionnées à une extrémité de la table d’évaluation. Le membre inférieur non évalué
est amené et maintenu dans une position correspondant à 120 O de flexion à la hanche
alors que le membre inférieur du côté évalué est au repos et tombe librement sous
l’influence de la gravité. L’évaluateur doit s’assurer que la colonne lombaire est à plat sur
le lit. À l’aide d’un goniomètre universel, l’amplitude articulaire de la hanche du côté évalué
est mesurée. Le centre articulaire est représenté par le grand trochanter. Les bras du
goniomètre sont alignés sur la ligne médiane du tronc dans le plan sagittal et selon l’axe
longitudinal de la cuisse, le condyle fémoral latéral étant utilisé comme repère distal. Une
mesure d’amplitude articulaire en flexion indique la présence d’une contracture. Le test de
Thomas et l’évaluation des amplitudes articulaires ont également été effectués chez les
enfants en santé.
Le statut fonctionnel des enfants dystrophiques a été mesuré avec l’échelle de
Vignos (Vignos et al., 1963), qui donne un score allant de 1, pour un enfant qui marche et
monte un escalier de façon autonome, à 10 pour un enfant qui est confiné au lit, incapable
de marcher (voir Figure 5). Les vitesses naturelle et rapide de la marche sur une distance
de 5 mètres ont été mesurées à l’aide d’un chronomètre.
3.2.3.2. Les variables de la marche
Un système d’analyse de mouvement à infrarouge de type Optotrak a été utilisé
pour obtenir les coordonnées tridimensionnelles de marqueurs positionnés sur les
segments corporels suivants : le pied, la jambe, la cuisse et le bassin. Les paramètres
cinématiques (déplacements, vélocités et accélérations) des différents segments ont été
calculés à partir des données filtrées de position. Des plateformes de force encastrées
dans le plancher ont été utilisées pour enregistrer les forces de réaction du sol et calculer
les moments de force produits aux articulations de la hanche, du genou et de la cheville
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en utilisant la méthode dynamique inverse. Pour un cycle de marche complet, les angles,
les moments et les puissances ont pu être mesurés à la hanche, au genou et à la cheville.
Afin de décrire le patron de marche des enfants atteints de DMD en référence à
celui d’enfants en santé (premier objectif de la thèse) nous avons cherché à mettre les
différences entre les profils des courbes de déplacement angulaire, de moment et de
puissance en évidence. Pour tenir compte de l’effet de la vitesse de marche sur les
données recueillies, nous avons demandé aux enfants du groupe d’enfants en santé de
marcher à une vitesse de marche plus lente que leur vitesse de marche naturelle, sans
modifier leur patron de marche, pour quelques essais. Les variables expérimentales
mesurées lors de l’étude de la marche serviront également à atteindre le troisième objectif
de la thèse.
3.2.3.3. Les variables de moments passifs de flexion à la cheville et à la hanche.
Pour atteindre le deuxième objectif de la thèse, les moments passifs de flexion à la
hanche et à la cheville ont été mesurés chez les enfants des deux groupes au cours de
l’évaluation dynamométrique. À partir des données recueillies, des courbes moment-angle
ont été obtenues et les variables suivantes ont été estimées 1) le moment pour un angle
spécifique, 2) l’angle pour une valeur de moment spécifique et 3) le coefficient de rigidité
pour un angle ou pour une valeur de moment spécifique. Ces variables ont ensuite été
comparées entre les deux groupes de participants.
Afin d’avoir une idée de la fidélité de notre mesure des moments passifs, les
enfants en santé ont accepté de revenir au laboratoire pour une deuxième évaluation, une
semaine après la première. La même procédure expérimentale a été répétée lors de cette
deuxième visite. Les résultats de l’analyse de fidélité sont présentés au chapitre 4, à la
section des résultats complémentaires.
o
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3.2.3.4. Les varïables de contribution du moment passif de flexion
Le troisième objectif de la thèse est de calculer la contribution des moments
passifs créés par les contractures aux moments nets de flexion produits à la cheville et à
la hanche lors de la marche chez des enfants dystrophiques et chez un groupe d’enfants
en santé.
Afin de réduire divers types d’erreurs, l’évaluation dynamométrique des moments
passifs de flexion et l’évaluation des moments nets à la marche ont été réalisées lors
d’une même session. Les données de position des segments et des centres articulaires
ont été recueillies sous les mêmes conditions expérimentales dans les deux évaluations
c’est-à-dire, avec le même système d’analyse de mouvement et une même méthode de
calcul pour estimer les angles, les moments et les puissances aux deux articulations
ciblées. Ainsi, pour un angle donné à la marche, il était possible d’estimer la valeur du
moment passif correspondant à cet angle à partir des courbes moment-angle obtenues
suite au traitement et à l’analyse des données de l’évaluation dynamométrique.
3.2.4. Analyses statistiques des données
3.2.4.1. Analyses statistiques utilisées pour répondre au premier objectif de la thèse
Des analyses descriptives incorporant les variables de poids, de taille et d’âges ont
été effectuées sur les deux groupes de sujets. Pour comparer le profile de la marche des
enfants atteints de DMD à celui des enfants en santé, la normalité de la distribution et
l’homogénéité de la variance ont d’abord été testée pour chacune des variables de
marche avec les procédures de Kolmogorov-Smirnov et de Levine. À partir de ces
résultats, les différences entre les groupes pour les variables associées aux paramètres
spatio-temporels ont été testées à l’aide du test-t de Student. La même procédure a été
utilisée pour vérifier la différence entre les groupes pour les valeurs maximales des
variables cinématiques et cinétiques sélectionnées. La différence entre les données des
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deux groupes pour les variables cinématiques et cinétiques a également été évaluée à
chaque 5% du cycle de marche pour tenir compte du décours temporel. Compte tenu du
nombre de tests effectués pour l’analyses de ces données, une procédure de Boneferroni
a été réalisée afin d’ajuster la valeur de p à 0,07.
3.2.4.2. Analyses statistiques utilisées pour répondre au deuxième et au troisième
objectifs de la thèse
Les moments passifs de flexion ont été mesurés à la cheville et à la hanche. Par la
suite, la contribution des moments passifs au moment net de flexion a été estimée à ces
deux articulations. À la cheville, des tests-t de Student ont été choisis pour comparer les
moyennes des deux groupes d’enfants pour les variables de moments passifs en flexion
plantaire ainsi que pour la contribution des moments passifs aux momentx nets de flexion
plantaire. De plus, des coefficients de corrélation intra-classes ont pemis de calculer la
fidélité des variables de moments passifs à la cheville.
Pour ce qui est de la hanche, les différences de moyenne entre les groupes pour
les moments passifs et les contributions ont été testées à l’aide de tests non
paramétriques de Mann-Whitney. Cette procédure a été privilégiée compte tenu du petit
nombre de participants inclus dans les échantillons (n=6). Les raisons entourant le nombre
de participants inclus dans cette étude seront abordées au chapitre consacré à la
discussion.
Chapitre 4: Résultats
4.1. Troisième article: Gait parameter comparison of Duchenne
muscular dystrophy children to control subjects walking at
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Bien que la plupart des auteurs rapportent que la vitesse de marche des enfants
dystrophiques est moindre que celle d’enfants en santé, aucune étude n’a considéré l’effet
de la vitesse de marche sur les différences observées entre les groupes pour certains
paramètres cinématiques et cinétiques. Il est connu que chez les enfants, l’intensité de la
force de réaction du sol, des moments et des puissances articulaires augmente avec un
accroissement de la vitesse de marche. Pour atteindre le premier objectif de cette thèse,
nous avons comparé la marche des enfants dysttophiques à celle d’enfants en santé
marchant à vitesse naturelle et à vitesse lente. Cette démarche nous a amenés à vérifier
que les différences observées dans les profils cinématiques et cinétiques des deux
groupes d’enfants sont attribuables aux effets de la maladie et non l’effet de la vitesse de
marche qui est moindre chez les enfants atteints de DMD. Nous avons cherché à valider
l’hypothèse suivante : pour une vitesse de marche similaire, les enfants atteint de DMD
montrent des profils de courbes cinématiques et cinétiques aux articulations du membre
inférieur différents de ceux des enfants en santé; ces différences sont imputables aux
conséquences de la maladie.
L’auteure principale confirme sa participation à la collecte, à l’analyse et à
l’interprétation des données, de même qu’à la rédaction du manuscrit. Dr Denis Gravel et
Dre Sylvie Nadeau, directeur et codirectrice de ce projet de recherche, ont supervisé
l’ensemble du processus expérimental en plus de réviser l’article. En tant que médecin




In this study, the gait parameters of DMD (Duchenne muscular dystrophy) children
were compared to those of control chiidren while considering the effect of gait velocity (or
cadence) using 3D biomechanical anatysis. Kinematic and kinetic gait parameters were
measured in 11 DMD chiidren and 14 control children using an Optotrak movement
analysis system and AMTI force plates embedded in the floor. The data profiles of the
DMD chiidren at natural gait velocity were compared to those of the control children who
walked at both natural and slow gait velocities. Natural velocity comparison established
that the DMD children walked slower than the control children; however, cadence was
similar in both groups. Differences in other gait parameters were observed regardless of
the gait velocity comparison: the DMD children had a shorter step length, lower hip and
knee peak extension moments as well as lower peak plantarfiexion moments and they
showed gait adaptations at the hip in the frontal plane. These results suggest that most of
the modifications observed in the DMD childrens gait pattern are not related to the effect
of gait velocity (or cadence) but appear to be disease-specific. Further investigation of
trunk kinematics is necessary to clearly understand the pathomechanics of gait in DMD
children.




Duchenne muscular dystrophy (DMD) is a genetically-defined neuromuscular
disease affecting approximately 1 in 3500 males (Roland, 2000; Biggar et al., 2002).
Locomotor system impairments such as progressive muscle weakness, muscle fatigue
and the development of joint contractures (Vanasse, 1993; McDonald et al., 1995), alter
the posture and gait abilities of these children.
Natural gait velocity is reduced in DMD children as a result of an increase in the
duration of the double support phase and a decrease in the step length (Boccardi et al.,
1997; Patte et al., 2000). In regard to kinematics and kinetics, previous studies report a
decreased hip extension angle during the stance phase and an increased hip flexion angle
during the swing phase (Sutherland et al., 1981; Boccardi et al., 1997; Patte et al., 2000).
Children with DMD also modify their trunk and lower limb position so that the hip flexors
sustain the effort ratherthan the hip extensors during the stance phase (Frigo et al., 1997;
Patte et al., 2000).
Patte (2000) and Khodadadeh (1986) observed that during the initial part of the
stance phase, children with DMD straightened their knee in order to rely on an internai
knee flexion moment for stability. Convetsely, Broccardi et al. (1997) observed a knee
flexion position and an extension moment as seen in healthy children. These authors
concluded that children can effectively use their quadriceps to sustain an external flexion
moment.
At the ankle, Sutterland et al. (1981) and Patte et al. (Patte et al., 2000) report an
ankle plantarflexion position for DMD children upon foot strike and during the stance
phase. This foot or forefoot contact is associated with an internai plantar flexion moment
observed for the entite duration of the stance phase. Again, Boccardi et al. (Boccardi et
al., 1997) do not entirely support the above description. These investigators observed a
dorsiflexion position of the supporting foot upon initial contact and duting the stance
phase. In their opinion, this position facilitates the forward progression of the pelvis over
the supporting foot, thus compensating for hip extensor weakness.
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Aithough more is known about gait in DMD chiidren, there is stili no consensus on
the interpretation of the kinetics and kinematics at the ankle and knee joints. Moreovet,
some parameters have not been analyzed (e.g., joint power, centre of pressure (COP)
position) and none of these studies have considered the effect of gait velocity. Gait velocity
modifies pediatric gait kinetics (Stansfleld et ai., 2001(a); Stansfield et al., 2001fb); Diop et
aI., 2004). Therefore, this confounding variable needs to be considered n order to
determine the pure effect of the disease on DMD childrens gait characteristics. The
objective of this study is to compare the gait pafterns of DMD chiidren to those of control




The study involved eleven chiidren with a confirmed diagnesis cf DMD (9 yrs 2
months (2 years 6 menths); 30.2 kg (8.1); 1.27 m (0.06)). AIl the children had a score cf 5
or Iess according te the Vignes scale (Vignos,Spencer et aI., 1963) meaning that they
were able te walk independently, without braces. Based on the Vignes scale (Vignes et al.,
1963), the functional status cf the chiidren ranged from grade 2 te grade 5 (Table 2). At
grade 2, the child can walk unassisted and can climb stairs using a railing; whereas at
grade 5, the child can still walk unassisted but cannet tise from a chair or climb stairs.
Fourteen healthy control chiidren belonging te the same age group (9 yrs 7 menths (1 year
9 menths); 32.8 kg (7.4); 1.42 m (0.11)) previded normal gait values. The children in beth
groups had ne prier histery cf lewer limb surgery. The DMD participants were recruited
frem the Neuremuscular Disease Clinic at the CHU Mère-Enfant Ste-Justine in Mentreal,
Canada. Ethical apprevals were obtained from the CHU Mère-Enfant Ste-Justine and frem
the Centre fer lnterdisciplinary Research in Rehabilitatien (CRIR).
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4.1.4.2. Gait analysis
Prior to the experimental gait assessment, ail the participants had their naturai and
fast gait velocity timed for a distance cf 5 m. Markers were then placed on the right foot,
leg, thigh and pelvis (Figure 12) and ail participants were asked te walk along the
laboratery waikway at their natural speed. Te account for the effect cf gait velocity on joint
kinematics, moments and pewer, contrel chiidren wete aiso asked te walk at slow gait
velocity. Kinematic gait parameters were measuted on the right side with an Optotrak
infrared mevement analysis system (Northern Digital Inc., Camera model: 3020, Waterioo,
Ontarie, Canada) using 3D ceordinates obtained from the markers. The sampiing rate was
set at 60 Hz. in addition te the markers, 1 1 bony landmarks were digitized using a probe to
define joint axis and segment orientation in terms cf anatemicai iandmarks (for details see
Gaudreault, et ai. 2007). The kinematic data were flltered with a 4f” erder Butterworth zere
lag fiiter with a cut-cif frequency cf 6 Hz. AMT1 (Advanced Mechanicai Technology,
Watertown, Massachusetts, U.S.A.) force plates embedded in the floor were used te
record ground reactien forces at a frequency cf 600 Hz. The data were fiitered with a
erder Butterworth zere-iag fiiter with a cut-off frequency cf 10 Hz and resampied at 60 Hz
te match the kinematic data.
The net moments at the hip, knee and ankie joints were caicuiated using an inverse
dynamic appreach with custom software. Joint moment data were expressed as internai
moments, that is, the net moment due te the internai structures at the joints. Power was
estimated by muitiplying the joint angular veiocity by the local net joint moment produced
using the same referential system.
Foot switches lecated on the soie cf the participants’ shees as weTT as kinematics
reiated te the foot markers ailowed fer the recerding cf stride characteristics. From these
data, stride iength, cadence and gait velecity were determined for each gait cycle, which
was normalized te 100%. Three triais were averaged fer each subject.
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Figure 12: Markers were placed on the following body segments: the pelvis (A); right lateral
aspect of the iliac crest, the left and right postero-superior iliac spines (PSIS), the nght thigh
f B), 3 markers pre-positioned on a rigid triangle positioned on the postero-lateral surface of
the thigh, the right leg (C), lateral malleolus, lateral and anterior surface of the shank and
the right foot (D), 3 markers pre-positioned on a rigid triangle placed on the lateral side of
the foot.
The forward dispiacement of the COP under the supporting foot was also estimated
during the gait cycle. To do this, the antero-posterior coordinate 0f the transverse axis of
the ankle and the antero-posterior coordinate 0f the vertical force recorded with the force




Descriptive statistics were used to characterize the subject groups. The Student t-
test procedure was chosen to examine the significance of the observed differences
between the groups for time-distance variables and mean peak values at a particular
instance of the gait cycle. Level of statistical significance was set at p< 0.05. For the
comparison of the mean values of the selected variables every 5% of the gait cycle, a
Bonferroni correction was performed to adjust the level of significance at p < 0.01. DMD
group variables were compared to the control group variables at natural and slow velocity.
The slow velocity trials of two control children were flot included in the analysis given that
these children obviously modified their gait pattern. Furthermore, hip data of one of the
remaining subjects were flot considered since data processing revealed that markers had
moved from their original position.
4.1.5. Results
The clinical characteristics of the DMD children are shown in Table 2. The time
distance gait variables at natural velocity demonstrated that the control children had a
faster gait velocity, a longer step length and spent less time in double support than the
DMD chiidren (Table 3). Howevet, cadence was similar in both groups. By contrast, when
the control children walked slower, their velocity was similar to the DMD children, yet their
cadence was lower (78.1 steps/min (9.7) vs. 100.4 (8.4); p = 0.00).
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Table 2 : Clinical characteristics of chiidren with DMD
Subject Age Vignos Nat climcal Max clinical
(yrs) score gait velocity gait velocity
(mis) (mis)
1 7 2 1.06 1.18
2 7 2 1.05 1.23
3 7 2 0.98 1.43
4 8 2 1.03 1.27
4 8 2 0.87 1.27
6 8 2 0.95 1.45
7 9 3 0.93 1.01
$ 10 3 0.83 0.94
9 10 3 0.65 0.75
10 13 4 0.57 0.52
11 15 5 0.42 0.44
Mean 9.3 2.3 0.85 1.08
(SD) (2.6) (1) (0.21) (0.38)
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Table 3 Time-distance variables of DMD and control children.
DMD (n=1 1) Control (n=14) Control (n=12)
Natural gait velocity Natural gait velocity Slow gait velocity
Mean (SD) Mean (SD) Mean (SD)
Velocity (m/sec) 0.62 (O.12)* L02 (0.13) 0.65 (0.09)
t(23) = 7.77; pO.00
Cadence (steps/min) 100.4 (8•4)t 102.7 (13.6) 78.1 (9.7)
1(2 1) = 5.84; pO.00
Step length (m) 0.37 (0.07) 0.57 (0.06) 0.49 (0.03)
t(23) = 7.71; pO.00
t(21) = 5.17; pO.00
Double support (% oftotal gait cycle) 39 (0.08)* 29 (0.06) 32 (0.12)
t(23) 3.36; pO.O3
* significant for natural gait velocity comparison
1- significant for slow velocity comparison
At the hip, for both natural and slow gait velocity comparisons, the DMD children
had decreased extension angles compared to the control chiidren (Figure 13). During the
swing phase, a greater peak flexion angle was observed for the DMD chiidren for the slow
velocity comparison only. Regarding the moment profiles, the DMD children demonstrated
lower hip extensor moments for both velocity comparisons and a significantly lower peak
flexor moment for natural gait velocity comparison. The peak power values relating to the
energy generation events (Hi and H3 in Figure 13) were lower in the DMD children for
natural velocity comparison. In addition, the DMD children had lower mean power
generation values than the control chiidren, between 5 and 30% at natural velocity
comparison and between 5 and 25% at slow velocity comparison.
Gait cycle (%)
DMD group — Control group, naturel gait velocity — Control group, slow gait velocity — —
Figure 13: Graphical representation of the angular dispiacement, moments and power data
estimated at the hip, the knee and at the ankle around the transverse axis and referring to
flexionlextension movement. The mean data profile of the selected gait variables is
presented for one complete gait cycle at a natural velocity for the DMD chiidren and at a
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The contrai chiidren shawed similar angle, moments and pawer data profiles in
abduction-adduction for natural and slow gait velocity (Figure 14). The DMD chiidren angle
profile showed a mavement tawards abductian during the stance phase leading ta an
abduction movement at pre-swing, whereas the control chiidren’s hip was adducted
through the entire gait cycle. The abductian moment values were significantly reduced far
the DMD chiidren during most of the stance phase. The pawer profiles showed that except
for an absorption periad observed in eariy stance (between O and 20% af gait cycle) the
DMD chiidren predominantly used a cancentric action of their abductars during the stance
phase, whereas an eccentric action by the abductors was observed for 40% of the gait
cycle for the contrai chiidren.
At the knee, the DMD chiidren had an increase in knee flexion at initiai contact (7.1°
vs. -1.3°); however, between 15 and 25% af the gait cycle, greater knee flexion angles
were observed far the contrai chiidren waiking at naturai veiocity. The moment data at
naturai gait veiacity shawed iower mean peak values for the DMD chiidren for the extensor
events. The same was true for the slow gait veiocity camparisan. t is worth noting that the
DMD chiidren changed ta an internai flexion moment eariier than the contrai chiidren
during the stance phase for bath naturai and slow gait veiocity comparisans. This
difference in the timing af events is supported by mean knee moment values that
significantiy differed between 15 and 30% of the gait cycle. With regard ta knee pawer
values, the DMD children knee profile showed no clear Ki and K2 events (Figure 13), with
values close ta zera from initiai contact ta mid-stance. The K3 event was delayed far the
DMD chiidren and its corresponding peak value was less than that af the contrai chiidren.
The K4 event did not differ when bath groups walked at naturai gait veiocity.
At the ankie, an increase and a delay in the peak piantar[iexion angle was
abserved for the DMD children for slow veiocity camparison. The ankle moment resuits
show an absence of a darsifiexian moment at heel contact far the DMD children. At naturai
gait velacity, the DMD children had higher mean plantarflexian marnent values between 5
and 25% af the gait cycle; hawever, they had a lawer peak plantarflexian moment value
than the contrai chiidren. For the pawer data, DMD chiidren shawed higher absorption
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mean values at the beginning of the stance phase at both velocity comparisons and a
































DMD Control, natural velocity — Control, slow velocity — —
Figure 14: Graphical representation cf the angular dispiacement, moments and power data
estimated at the hip around the antero-posterior axis and referring to abduction-adduction
movements. The mean data profile cf the selected gait variables is presented for one
complete gaït cycle at a natural velocity for the DMD children and at a natural and slow gait








Figure 15: The mean data profile for forward dispiacement of the COP under the supporting
foot during one complete gait cycle is depicted here. The zero value on the ordinate
corresponds to the position 0f the ankle articular center; therefore, positive values refer to
an anterior position 0f the COP relative to the ankle joint, whereas negative values refer to a
posterior location 0f the COP. A significant difference (p<O.05) was found in the COP
location between DMD chiidren and control children at a natural* and at slow gait velocity
for these percentages 0f the gait cycle.
For both gait velocity comparisons, the results show that the position of the COP in
the forward direction was aiways located anterior to the ankle joint for the DMD subjects;
whereas for the control subjects, it was located posterior in early stance phase and then
moyeU forward for the remainder of the stance phase (Figure 15).
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This study compared the gait parameters of DMD children to those 0f control
children walking at natural and slow gait velocities. When natural gait velocity data where
compared between both groups, cadence was not statistically different. Consequently, the
reduced natural gait velocity of DMD children was caused by a decreased step length.
When the control children were asked to walk at a slow gait velocity, they achieved this by
decreasing both their cadence and step length, which was still significantly longer than that
of the DMD children. These results suggest that the DMD children might benefit from using
shorter steps. This adaptation may contribute to keeping the ground reaction force vector
doser to the hip joint center so that the muscular demand at that joint is decreased. The
decreased hip extension angles observed in this study substantiate the DMD hip joint
angle profiles reported in the literature (Sutherland et al., 1981; Boccardi et al., 1997; Patte
et al., 2000). At natural velocity comparison, hip flexion angles during the swing phase
were not different between the groups, suggesting that decreasing hip extension might be
the preferred kinematic adaptation for DMD children to keep their step length short.
The hip extensor moment and the corresponding power generation event (Hi)
were decreased for the DMD children compared to the control chiidren for both velocity
comparisons. According to Sutherland et al. (Sutherland et al., 1981), hip extensor
weakness may explain this strategy and we agree with that. Hip flexor moments were
observed befote 5% of the gait cycle for the oldest DMD children in our sample (voir
courbes individuelles à l’annexe I de la these). Children in the more advanced stage ofthe
disease probably choose to rely on the hip anterior structures for body support very early
in the initial stance phase of gait. Later during the stance phase, the concentric moment of
the hip flexors and the corresponding power event (H3) only differ between the groups for
natural velocity comparison, suggesting that these adaptations are dependent on gait
velocity.
With the exception of the Armand et al. study (2005) which included only two
subjects, abduction-adduction hip data profiles have neyer been reported for DMD
chiidren. Hip joint angle, moment and power profiles in the frontal plane indicated a
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different action of the hip abductors across both groups. For the control chiidren, energy
was first absorbed at the beginning of the stance phase (after 5%) by the hip abductors
and then a burst of energy generation occurred just before toe-off. Their hip maintained
adduction during the stance phase. The DMD children’s hip angle profile was
characterized by a movement toward abduction consistent with a concentric action of the
abductor muscles, producing a rapid burst of energy generation. This strategy possibly
helps the DMD children decrease the mechanical demand on the abductor muscles,
possibly stop the controlateral falI of the pelvis, thereby stabilizing it during the stance
phase and perhaps also contribute in swinging the unsupported limb.
Interestingly, the hip power profile observed in DMD children in the frontal plane
was vety similar to that reported in healthy participants during the stair climbing task
(Nadeau et al., 2003). Since DMD children already use this strategy when walking, that
leaves them with no other possibility to perform stair climbing, which requires more effort
than walking. That might explain why they have difficulty doing this task. In healthy
children, reducing the gait speed did flot change the profile in the frontal plane, suggesting
that the differences between the groups are directly associated to the DMD pathology and
more specifically to abductor weakness. The kinematics of the trunk was not analyzed in
our study. Examination of the trunk kinematics along with movements of the pelvis, as
done by previous researchers (Sutherland et al., 1981; Boccardi et al., 1997; Patte et al.,
2000), would have provided helpful information in understanding hip deviations in the
frontal plane.
We did not observe knee hyperextension as reported by Patte et al. (2000). This
inconsistency could be explained by subject variability in addition to disease progression.
Based on kinematic data from the same child evaluated at eight and ten years of age,
Patte et al. (2000) report that the knee position changes from extension to flexion as the
child gets older. DMD children in our study had their knee either slightly flexed or extended
but they aIl assured their stability by positioning the ground reaction force vector (COP
position) in front of the knee joint. The low amplitude and short duration of the first
extension moment event in early stance observed in the moment profiles confirms that the
DMD children did not use their knee extensors for knee stability, as proposed by Boccardi
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et al. (1997). Shortly after loading, starting et 15% of the gait cycle, the DMD subjects
presented a knee moment flexion pattern that was associated with small fluctuations in the
angle and power profiles. These observations mean that the knee of DMD children is
apparently stiffer than that of healthy subjects, a strategy also compatible with the
obligation to ensure joint stability. Furthermore, the DMD children had higher mean
plantarflexion moment values and higher energy absorption values (Ai) than the control
children. The eccenttic contraction of the gastrocnemius observed in early stance phase
might further help to stabilize the knee by way of its insertion on the femoral condyles.
These last findings at the ankle are a consequence of the COP position under the foot
which is more anterior in DMD children. Most of the gait parameter modifications seen at
the knee and ankle in DMD children were observed for both gait velocity comparisons and
thus might be directly related to the disease.
The power generation event (A2) was higher for the DMD children than for the
control children for the slow velocity comparison. DMD children may have used the ankle
plantarflexors to give energy to the leg in order to maintain their gait velocity. Afterwards,
at the end of the swing phase, they used the knee flexors to absorb this energy (K4) in
order to allow the foot to strike the ground. Since the DMD children demonstrate higher
amplitudes for the A2 and K4 events for the slow velocity comparison only; that
mechanism might be directly associated to the effect of cadence, which is higher in DMD
children.
4.1.6.1. Study limitations
The small number of subjects represents the main limitation in this study. Another
limitation is that kinematic and kinetic data were recorded for the right leg only. Even
though muscle weakness seems to have a bilateral distribution in DMD, some children
may have had a side difference in the strength of their lower extremities. Finally,
interpretations involving the trunk segment would have helped in interpreting some
findings and should be included in future studies.
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4.1.7. Conclusion
For the first time, DMD chiidren gait characteristics relative to healthy chiidren were
described while considering the effect of gait velocity and cadence. Some specific
modifications in the sagittal and frontal planes appear to be specific to the disease process
because they were observed at both velocity comparisons. The decreased step length, the
position of the anterior location of the COP and kinetic changes at the three joints are
important factors associated with the moment and power adaptations observed during the
stance phase of gait in DMD chiidren.
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4.2. Quatrième article: Contribution of hip joint passive moments
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4.2.1. Avant-propos
Dans notre modèle théorique, nous avons présumé que lorsque la hanche passe
d’une position de flexion à une position d’extension lors de la marche, les moments passifs
créés par l’étirement des muscles fléchisseurs pourraient contribuer à la production du
moment net de flexion. Dans l’article qui suit, nous avons cherché à vérifier l’hypothèse
suivante : en raison de la présence de contracture, l’intensité des moments passifs de
flexion à la hanche sera plus élevée chez les enfants atteints de DMD. Une contribution
plus importante des moments de forces passives aux moments nets de flexion de hanche
calculés lors de la marche est attendue chez ces enfants.
En tant qu’auteure principale, je confirme ma participation à la collecte, à l’analyse
et à l’interprétation des données, de même qu’à la rédaction du manuscrit. Dr Denis
Gravel et Dre Sylvie Nadeau, directeur et codirectrice de ce projet de recherche, ont
supervisé l’ensemble du processus expérimental en plus de réviser l’article.
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4.2.2. Abstract
In children with DMD (Duchenne muscular dystrophy), flexion contractures may
develop as a result of the disease process. The corresponding flexion moments caused by
these contractures may contribute significantly to the production of the net hip flexion
moment during the gait of these children. The goal cf the present study is te quantify hip
flexion passive moments that may be associated with the presence cf flexion contractures
and to estimate their contribution to the net moment during the gait cf children with DMD.
Kinematic and kinetic parameters were collected during gait of six subjects with DMD. Hip
flexion passive moments were also measured during the same session. Six control
children participated in the study in order to have normal reference values. Although no
significant group difference was observed for hip flexion passive moment variables, the hip
flexion passive moment contribution is worth noting in both groups of children. We believe
that the passive moments can compensate for the presence cf progressive muscle
weakness in the children with DMD and be beneficial to their gait.
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4.2.3. Introduction
It is well recognized that children with Duchenne muscular dysttophy (DMD)
present characterized kinematic and kinetic modifications as they walk (Sutherland et al.,
1981; Boccardi et al., 1997; Patte et al., 2000). Muscle weakness makes it so the chiidren
maintain low internai moments at the joints of the lower extremities. Another mechanism
used to compensate for muscle weakness could be related to the passive forces
associated with the stretching of the joints as they move toward extension during gait. In
addition to weakness, children with DMD also develop flexion contractures as a resuit of
the disease ptocess. We believe that the corresponding flexion moments caused by these
contractures may contribute significantly to the production of the net hip flexion moment
during the gait of children with DMD.
in normal adults, investigators have attempted to estimate how much of the net
internaI joint moments are attributed to the passive component during gait. At the hip,
discrepancies exist among the resuits obtained. Vrahas et aI. (1990) report that 10 ¾ of
the net moment production was attributed to the passive moment. Consequentiy, they
concluded that hip passive moment contribution during gait is negligible. Converseiy, Yoon
and Mansour (1982) report passive hip flexion moment contribution being as high as 30 to
50 % at the end of the stance phase. This discordance may be explained by errors
encountered while measuring the hip passive moments, which is very challenging in itself.
Some of these errors may be a result of inaccurate location of the hip center of rotation,
incorrect estimation of the lower Iimb segment’s position and orientation, inertial effects or
unwanted active muscle contractions duting passive moment assessment. Moreover, in
previous studies, estimating the contribution of passive moments to the net moments
ptoduced during gait implied that the passive moment data and the net moment data wete
collected from different sessions and under different experimental conditions.
The goal of the present study is to quantify for the flrst time passive flexion
moments produced at the hip in children with DMD relative to normal control children. The
contribution of passive moments to net hip flexion moments during gait wiIl be
investigated. We hypothesize that due to the presence of hip flexion contracture, children
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with DMD have greater passive hip flexion moment values than the control group chiidren.
Therefore, we expect contribution of the passive moments to the net hip flexion moments
to be more significant for the children with DMD than for the control group children.
4.2.4. Methods
The method used in this descriptive study has been described in detail in
Gaudreault et al. (2006). Six children with DMD (9.7 yrs ± 3, 30.3 kg ± 9.5, 1.28 m ± 0.08)
were recruited. The DMD chiidren did not wear braces, had no prior history of lower 11mb
injury or surgery and were able to walk unassisted over a distance of 15 meters. In order
to have normal reference values, six healthy children (9.7 yrs ± 2.1, 31.3 kg ± 5.9, 1.45 m
± 0.09) participated in the experimentation. These children had to present with no previous
history of injury or disorders ofthe Iower Iimbs.
4.2.4.1. Clinical assessment
Prior to gait and passive resistance assessment, clinical hip passive extension
range of motion (ROM) was measured with a goniometer in order to determine the
presence of hip flexion contractures. The Thomas test was also performed.
4.2.4.2. Gait assessment
Kinematic gait parameters were measured with an Optotrak (Northern Digital lnc)
infrared movement analysis system using 3D co-ordinates obtained from markers placed
on the following body segments: foot, leg, thigh and pelvis. AMTI (Advanced Mechanical
Technology Inc.) force plates embedded in the floor were used to record ground reaction
forces. The net moments, which wete calculated using an inversed dynamic apptoach with
custom software and angles at the hip were expressed using the same joint referential
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system. This system of axes was formed by the transverse axis, represented by a vector
passing through the femoral heads (flexion/extension in the sagittal plane), the longitudinal
axis of the distal segment (torsion), and a third axis normal to the other two (abduction)
(Grood & Suntay, 1983; Wu & Cavanagh, 1995). Joint moment data are presented as
internai moments, i.e., the net moment due to the internai structures at the joints.
4.2.4.3 Hip passive flexion moments assessment
The subjects were placed lying in a left decubitus position with their pelvis
stabilized in a frame (Figure 16). Their right lower limb was supported by a suspension
system to eliminate the effect of gravity and aliow the subjects to relax their muscles.
Because perfect alignment of the anchor point of the suspension system at the ceiling with
the hip axis was difficult to achieve, an unwanted moment could be created at the hip by
the suspension cable. In order to take this into account, the force in the suspension cable
was measured by a uniaxial force transducer (Inter Technology, 363-D3-200-20P3). To
evaluate hip flexion passive moments, the moment-angle curves were obtained by
passively moving the hip in extension with a triaxial dynamometer (AMTI) placed between
the segment and the evaiuator’s hand (Figure 16). The range of extension had to be
equivalent to the range covered by the hip during walking. Special care was taken to move
the joint very slowly so the passive velocity-dependant effects could be ignored. The
orientation and position of the segments, the dynamometer and the suspension cable were
ail measured with the Optotrak system. The position of the markers on the segments
remained the same as the gait assessment. Passive hip moments and angles were
calculated using the same method as the gait data. EMG electrodes were positioned on
the rectus femoris and the hamstrings to verify the presence of muscle activity. Hip
passive flexion moment was quantified by the foilowing variables: 1) the moment (Nm)
obtained at a specific angle common to ail subjects, (10.25°); 2) bythe angle (°) measured
for a moment applied common to ail subjects (8Nm); and 3) by the stiffness coefficient




Figure 16: Passive flexion moment evaluation set up. The right Iower 11mb was supported in
a suspension system. A triaxial dynammeter (A) was used to measure the passive flexion
moments. The force acting on the suspension cable was measured by a uniaxial force
transducer, as shown by the arrow.
4.2.4.4. Estimation of hip passive flexion moment contribution
Net moment values were calculated from gait data for ail hip angles covered during
the stance phase, which occurs from O % to 60 ¾ of the complete gait cycle.
Subsequently, the net moment data during gait and the hip passive flexion moment data
for three trials were normaiized to average the moment values at the same normalized
angle values. Using power calculation, the hip angles corresponding to the end of the
energy absorption event (H2) and to the peak hip flexion moment were identified and the
A
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relative passive moment contribution was estimated at these instances of the gait cycle
using the following model equation:
Relative passive moment contribution = Estimated passive flexion momentax 700
Net hip flexion momenta
Where a represents the hip angles measured at two instances of the gait cycle: at the end
of H2 and at the peak net hip flexion moment production.
4.2.4.5. Statistical analysis
Considering the small sample of subjects, a nonparametric Mann-Whitney
procedure was chosen to examine the significance of observed differences between
groups for the selected gait variables, for the three hip flexion passive moments variables
and for the passive moment contribution variables.
4.2.5. Results
The clinical assessment showed no difference between the groups for passive hip
extension ROM measurements. The Thomas test revealed that none of the children had
hip flexion contractures.
Figure 17 shows the kinematic and kinetic hip profiles of both groups of children.
On the power profile graph, the second event (negative values) and the third event
(positive values) correspond to the energy absorption (F-12) and generation (H3) by the hip
flexors.
wC
Figure 17: Graphical representation 0f the angular displacements, moments and power data
estimated at the hip around the transverse axis and referring to flexionlextension movement.
The mean data profile 0f the selected gait variables is presented for one complete gait cycle
at a natural velocity for the DMD children and for the control group. The 3 power events are
represented as followed: HI: first hip power event fenergy generation), H2: second hip
power event (energy absorption), H3: third hip power event (energy generation).
The selected gait variable values are presented in Table 4. The children with DMD
had smaf let extension angles measured at the end of H2 and at the peak hip flexion
moment than the children in the control group (6.6° ± 7.7 vs. 190 ± 3.6, p= 0.00, p=0.002 at
the end of H2; 6.6° ± 8.1 vs. 19.2° ± 3.5, p= 0.00, p=O.002 at peak hip flexion moment).
The net peak flexion moment and the net moment measured at the end of H2 did not show
significant group differences.
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Table 4: Selected clinical, dynamometric and gait variable values
Variables DMD Control
Mean (SD) Mean (SD)
Clinical rneasures
Passive bip extension range (°) 20.9 (3.5) 17.9 (3.6)
Gait variables
Gait velocity (m/s) 0.67 (0.09)* 1.05 (0.15)
Cadence (steps/rnin) 107.8 (9.8) 103.6 (9.9)
Step length (ni) 0.37 (0.09)* 0.56 (0.05)
Net hip flexion moment at the end of H21 (Nm) 12.1 (5.0) 16.5 (6.0)
Hip extension angle at the end ofH2 (°) 6.6 (7.7)* 19.0 (3.6)
Net peak hip flexion moment (Nm) 12.5 (5.0) 16.9 (5.7)
Hip extension angle at peak hip flexion moment (°) 6.6 ($.1)* 19.2 (3.5)
Hip passive flexion moment variables
Moment at a common extension angle of 10.25° (Nm) 6.0 (4.8) 5.1 (2.0)
Extension angle fora common moment of$ Nm (°) 16.7 (7.9) 18.6 (7.1)
Stiffness coefficient at an extension angle of 10.25° (NmJ°) -0.5 (0.6) -0.3 (0.1)
Stiffness coefficient at 8Nm (NnI°) -0.6 (0.2) -0.5 (0.1)
Contribution variables
EHPM2 at the end ofH2 (Nm) 4.7 (2.2) 8.6 (3.6)
Hip passive moment contribution at the end ofH2 (%) 41.3 (20.5) 54.4 (17.4)
ERPM at peak hip flexion moment (Nm) 4.7 (2.3) 8.7 (3.5)
Hip passive moment contribution at peak hip flexion (%) 41.0 (20.4) 52.4 (15.2)
* Significant group difference, p0.02
1 Hip energy absorption event
2 Estimated hip passive flexion moment
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The moments-angles curves drawn from the dynamometric hip passive flexion
moment assessment data of both groups of children are depicted in Figure 18 . When one
looks at these curves, although the children with DMD seem to have a steeper moments-
angles curve than the children in the control group, no differences in the selected hip
passive flexion moments variables were observed between the groups (Table 4).
Mean passive hip flexion
moment-angle curves
Mges r)
Mean angles fora specific moment
applied (8 Nm) DMD Contro
— DMD — Control
Figure 18: Moment-angle curves obtained from hip passive flexion moment assessment 0f
the children with DMD and the controt children.
The results show that the contribution 0f the passive hip flexion moments to the net
hip flexion moments is important in the two groups, both at the end of H2 and at peak
flexion moments (Table 4). Although the children in the control group had greater passive
moment contribution values than the children with DMD (54.4% ± 17.4 vs. 41.3% ± 20.5 at
end of H2; 52.4% ± 15.2 vs. 41.0% ± (20.4) atthe peak hip flexion moment), no significant
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4.2.6. Discussion
The goal of the present study was to determine the passive moment contribution to
the net flexion moment production et the hip in chiidren with DMD. The premise behind the
hypothesis proposed in the introduction was that chiidren with DMD had hip flexion
contractures. However, the results obtained from the clinical assessment showed that they
had complete hip passive extension ROM and a negative Thomas test. Although Brooke et
al. (1983) report that hip flexion contracture may be present in children as young as six
years of age, McDonald et al. (1995) state that this impairment is rare before the age of
nine and that it is more likely to be diagnosed in children close to the onset of wheelchair
confinement. Considering the mean age of the DMD participants and the fact that the
children were ail ambulant, they may not yet have been predisposed to developing hip
flexion contracture.
Both groups of chiidren showed similar results in the hip passive flexion moments
variables derived from the moments-angles curves even if the curve of the children with
DMD appear to be steeper et the end of the stretching phase. As stated above, the DMD
children did not have hip flexion contractures and this may partly explain the absence of
observed differences between the groups. Another explanation may be related to the
intersubject variability, particularly when such a small subject sample s investigated.
As regards the hip flexion passive moments contribution, our resuits are in
accordance with Yoon and Mansour (1982) as well as Silder et al. (2007), who
emphasized the importance of the passive component in net moment production at the hip
during gait. it is generally believed that joint contractures have e negative influence on gait
(Messier et al., 1992; Shimada, 1996; Kerrigan et al., 1998). Hip flexion contracture is
associated with a decteased extension angle during the stance phase and a decteased
step length. This may consequently decrease gait velocity. The results of this present
study reveal that the mean peak extension angle is significantly reduced in children with
DMD compared to control children (6.6° ± 7.7 vs. 19.0° ± 3.6) even in the absence of hip
flexion contracture. Therefore, the smailer hip extension angle vaTue observed in children
with DMD is not attributable to the presence of hip flexion contracture per se. This is more
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likely an adaptation associated with the necessity f0 keep the ground reaction force vector
doser to the hip joint center in order to reduce the muscular demand at the hip. This
thereby reduces the step length and gait velocity in chiidren with DMD. With such a small
extension angle observed at the end of H2, the anterior compartment of the hip was flot
stretched, leading to a low estimated passive flexion moment value. Nonetheless, the
passive moment contribution is certainly noteworthy (41.3 %). In our opinion, the hip
passive flexion moment can compensate for the weakness of the hip flexors and help to
support the upper body at that instance of the gait cycle. We presumed that in more
affected chiidren diagnosed with hip flexion contractures, the estimated passive moment
would be helpful as long as the children could stilT position the ground reaction force vector
behind the hip joint center. The high contribution values observed in the control group
children suggest that passive moment contributes to the production of the net hip flexion
moment in healthy individuals as well. The control children had a tendency f0 have greater
estimated passive flexion moment values than the children with DMD at the end of H2 (8.6
Nm ± 3.6 vs. 4.7 Nm ± 2.2). This is flot surprising since these children had a higher peak
hip extension angle at the end of H2 and therefore, their hip anterior compartment was
stretched doser to the maximum hip extension ROM, where higher passive moments can
be recorded.
The net peak flexion moment occurred at the beginning of the energy generation
event (H3). At that point of the gait cycle, the hip passive moment contribution is stiil
important (41.0 %). This implies that the passive moments could contribute not only to the
support moment during terminal stance but also during pre-swing. McGibbon et al. (2003)
(McGibbon, 2003) suggested that in elderly, the passive moments created by flexion
contractures at the hip could assist the rise of the lower Timb in the swing motion and we
believed that the same mechanism could apply in DMD children. Again, hip flexion
contractures would be beneficial in pre-swing as long as the ground reaction force vector
can still be located behind the hip during the stance phase so that energy can be stored by
the hip flexors and anterior joint structures and then released.
Since intersubject variability is a considerable issue when studying subjects with
DMD, the small number of subjects constitutes a major limitation in this study. Errors in
C
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calculating joint angles may also arise as a result of the markers positioned on the skin,
particularly on the thigh segment. However, we assumed this source of error to be minimal
in young children.
In this study, the passive moment contribution to the net hip flexion moment during
the gait of chiidren with DMD was assessed. We could not conclude that the children with
DMD had greater hip passive flexion moments than the children in the control group. None
of ail participants had hip flexion contracture. However, we demonstrated that the passive
moment contribution to the net flexion moment at the hip is worth noting in both groups of
chiidren. We believe that the passive moments can compensate for the presence of
progressive muscle weakness in the children with DMD and be beneficial to the gait of
these children, as long as they can position the ground reaction force vector behind the hip
joint.
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4.3. Cinquième article: Mechanical contribution of ankle plantar
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4.3.1. Avant-propos
Dans notre modèle théorique reliant les contractures à la performance de la
marche des enfants atteints de DMD, il a été proposé que les moments passifs de flexion
à la cheville seraient bénéfiques lors de la phase d’appui, plus particulièrement à la fin de
la période d’allongement des fléchisseurs plantaires. Les contractures pourraient donc
prévenir l’effondrement du corps à cet instant du cycle de marche. Dans ce dernier article
de la thèse, les résultats du calcul de la contribution des moments passifs à la production
des moments nets de flexion plantaire à la cheville lors de la marche sont présentés. Nous
avons soumis l’hypothèse suivante à l’épreuve des faits en raison de la présence de
contracture, l’intensité des moments passifs de flexion plantaire sera plus élevée chez les
enfants atteints de DMD que chez les enfants en santé. Une contribution plus importante
des moments de forces passives aux moments nets de flexion estimés à la cheville lors de
la marche est attendue chez les enfants dystrophiques.
En tant qu’auteure principale confirme ma participation à la collecte, à l’analyse et
à l’interprétation des données, de même qu’à la rédaction du manuscrit. Dr Denis Gravel
et Dre Sylvie Nadeau, directeur et codirectrice de la thèse, ont supervisé l’ensemble du
processus expérimental en plus de réviser l’article.
125
4.3.2. Abstract
Extensor weakness forces the children with Duchenne muscular dystrophy (DMD)
to maintain internai flexion moments at the joints of the lower extremities when they walk.
They position themselves so that the vertical ground reaction force vector passes posterior
to the hip and anterior to the knee and ankle joints. At the ankle, the plantar flexion
moments caused by contractures may contribute significantly to the production of the net
ankle flexion moment during the gait of these children. The goal of the present study is to
quantify ankle plantar flexion passive moments that may be associated with the presence
of flexion contractures and to estimate their contribution to the net moment during the gait
of chiidren with DMD. Kinematic and kinetic parameters were collected during gait of
eleven subjects with DMD. Ankle plantar flexion passive moments were aiso measured
experimentally during the same session. Fourteen control chiidren participated in the study
in order to have normal reference values. The presence of ankle plantar flexion
contractures in children with DMD was reflected by mean rigidity coefficient value obtained
at a common moment of -7 Nm that was higher for these children (0.48 Nm!° vs. 0.75
NmI; p<0.05). The relative passive moment contribution to the net plantar flexion
moments was higher for the children with DMD at some instance of the gait cycle (25% vs.
18%; p < 0.05). We believe that the passive moments can compensate for the presence of
progressive muscle weakness in the children with DMD and be beneficial to their gait.
Key words: Muscular dystrophy, contractures, gait, kinematics, kinetics
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4.3.3. Introduction
Preserving gait autonomy is a priority in the rehabilitation of Duchenne muscular
dystrophy (DMD) chiidren. In order ta achieve this goal, many authors have contributed
ovet recent years ta the advances in the understanding of DMD children gait biomechanics
(Sutherland et al., 1981; Khodadadeh et al., 1990; Boccardi et al., 1997; Frigo et al., 1997;
Patte et al., 2000). It is now well recognized that muscle weakness ieads DMD children ta
adopt characterized kinematic and kinetic modifications while they walk. Extensor
weakness forces the children to maintain internai flexion moments at the joints of the lower
extremities with a ground reaction force vector passing posterior ta the hip and anterior to
the knee and ankle joints. As a result, the children rely on the hip flexors, the knee joints
posterior structures and the plantar flexors ta achieve body support and forward
progression. These biomechanical adaptations partly explain why these children can stilI
perform gait even when their lower extremity strength is poor, often less than grade 3 with
manual muscle testing. Another means by which DMD children can perform gait in the
presence of muscle weakness may be associated with the contribution of passive
moments in joints of the lower extremities.
Contractures can be defined as the inability ta perform full range of motion 0f a
joint. Consequently, excessive resistance is observed when attempting ta passively
mobilize the joint into its available range. This resistance can be attributed ta multiple
causes such as muscle retraction, tendinous adherence, loss of skin or subcutaneous
tissue, joint capsule thickening or a combination of these factors (Roberson & Glu rintano,
1995). It is generally believed that joint contractures have a negative influence on gait, and
evidence exists in the literature ta support this contention (Messier et al., 1992; Shimada,
1996; Lee et al., 1997). Similarly, intensive soft tissue stretching regimens and bracing
have been proposed ta counteract the development of this impairment. While these
methods have been found ta be effective in preventing the progression of contractures
(Scott et al., 1981; Seeger et al., 1985), their effect on prolonging ambulation has been
questioned (Bakker et al., 2000). Some authors conclude that surgical tendon lengthening
procedures can slow the progression of joint contractures (Seeger et al., 1985; Rideau et
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aI., 1995) and preserve locomotion in DMD children (Rideau et aL, 1995). On the other
hand, Khodadadeh et al. (1986) report that elongation of the triceps surae can result in an
irreversible damaging effect on gait. Moreover, some studies provide evidence that lower
extremity joint contractures could be beneficial for the gait of patients with muscle
weakness (Vrahas et al., 1990; Lamontagne et al., 2000). Therefore, treatment of these
patients should be based on a clear understanding of gait biomechanics.
Although management of joint contractures may have some beneficiai effects on
joint range of motion, are these approaches suitable for the gait of DMD children? To
answer this question and provide a scientific basis for rehabilitation treatment of DMD
children, a better understanding of the interaction between weakness and contractures
during the gait of DMD chiidren is needed. The purpose of this study was to quantify the
passive moments of force produced by ankle plantar flexor contractures and to determine
their mechanical contribution to the net ankle moment calculated during the gait of chiidren
with DMD. To appreciate the relative importance of the contracture, results were compared
to those of healthy control children. We choose to investigate ankle plantar flexion
contractures for three reasons: 1) ankle plantar flexion contractures are among the first to
appear in these children; 2) the amount of dorsiflexion range covered by the ankle during
gait makes this joint susceptible to using its passive stiffness component; and 3) moments
occurring at that joint are involved in body support and forward progression during gait.
The first hypothesis to be tested is that due to the presence of plantar flexion contracture,
DMD chiidren exhibit a greater joint passive plantar flexion moment at the ankle than the
children in the control group. The second hypothesis is that the contribution of the passive
plantar flexion moment to the net ankle plantar flexion moment is greater for DMD chiidren
than for normal children at specific instances of the gait cycle; plantar flexion contractures




The design proposed was a descriptive research study. Eleven chiidren with a
confirmed diagnosis of DMD (age: 9.1 ± 2.5; weight: 30.2 ± 8.1 kg; height: 1.27 ± 0.06 m)
participated in the study. On the Vig nos scale, ail the chitdren had a score of 5 or less (6
chiidren had a score of 2, 3 had a score of 3, 1 had a score of 4 and I had a score of 5)
and consequently, they were able to walk independently (Vignos al., 1963). Fourteen
healthy control subjects matched in age (age: 9.5 ± 1.9; weight: 32.8 ± 7.4; height: 1.42 ±
0.11 m) were also investigated in order to have normal reference values. The children of
both groups had to present with no prior history of lower limb surgery. The DMD subjects
were recruited from the Neuromuscular Disease Ciinic at the CHU Mère-Enfant Ste
Justine, Montreai, Canada. Ethical approvals were obtained from the CHU Mère-Enfant
Ste-Justine and from the Centre for Interdisciplinary Research in Rehabilitation (CRIR).
4.3.4.2. Clinical assessment
The following clinical variables were measured in order to have a clinical profile of
the DMD participants. Theit natural and fast gait velocities were timed for a distance of 5
meters with a stop watch. Lower extremity joint passive range of motion (PROM) in the
sagittal plane (flexion!extension movements) was measured with a standard goniometer.
Three PROM measurements were taken and averaged. Based on criteria proposed by
Brooke et al. (1981), the ankle is considered to be contracted in plantar flexion if-15° of
dorsiflexion cannot be reached during PROM evaluation (0° = 90° between tibial axis and
plantar sole; negative sign indicates dorsiflexion direction). PROM in dorsiflexion was also
assessed with the knee positioned in maximum extension in order to account for the
influence of the bi-articular triceps surae.
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4.3.4.3. Gait assessment
Kinematic and kinetic data were collected for five gait trials, and rest periods
between trials were permitted to avoid fatigue. The subjects were asked to waik at natural
gait velocity. Analyses were performed only on the right lower 11mb to reduce the time
required to install the markers and to prevent fatigue. Kinematic gait parameters were
measured with an Optotrak (camera model: 3020, Northern Digital Inc., Waterioo, Ontario,
Canada) infrared movement analysis system using three-dimensional (3D) coordinates
obtained from markers placed on the following body segments: the right foot (three
markers prepositioned on a rigid triangle placed on the lateral side of the foot), the right leg
(lateral malleolus, midportion of the shank, fibular head), the right thigh (three markers
prepositioned on a rigid triangle placed on the posterolaterai surface of the thigh) and the
pelvis (lateral aspect of the right iliac ctest, left and right posterosuperior iliac spine
(PSIS)). The position of the markers remained the same for both the gait and
dynamometric assessments. The sampling rate was set at 60 Hz. In addition to the
markers, 11 bony landmarks were digitized using a probe to define joint axis and segment
orientation in terms of anatomical landmarks. These points were the antetior tip of the
midfoot, the heel, and the fifth metatarsal head for the foot segment, the mediai and laterai
malleoli for the leg segment, the medial and femoral condyles for the thigh segment, the
tight and ieft anterosuperior iliac spine (ASIS) and the right and left midpoint of the iliac
crest for the pelvis segment. Ail the kinematic data were filtered with a fourth-order
Butterworth zero-lag filter with a cut-off frequency of 6 Hz. For the kinetic parameters,
AMTI force plates (Advanced Mechanical Technology, Watertown, Massachusetts, U.S.A.)
embedded in the floor were used to record the g round reaction force at a frequency of 600
Hz. The data were filtered with a fourth-order Bufterworth zero-lag filter with a cut-off
frequency of 10 Hz and resampled at 60 Hz to match the kinematic data. The net moments
at the ankle, knee, and hip joints wete calculated using an inversed dynamic approach
with custom software. To meet the objectives of this study, knee and ankle joint data were
considered.
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The net moments and angles of the ankle were expressed in the same joint
reference system. This system of axes was formed by the transverse axis, represented by
a vector passing through the malleoli (flexion!extension in the sagittal plane), the
longitudinal axis of the distaT segment (torsion), and a third axis normal to the other two
(abduction) (Grood & Suntay, 1 983; Wu & Cavanagh, 1995). This joint reference system is
generally not orthogonal and the moment about its axes must be determined using a [3 x
3J Jacobian matrix (Fujie et al., 1996). Joint moment data are presented as internai
moments, that is, the net moment due to the internaI structures at the joints. To determine
if lengthening or shortening occurred, joint power was estimated by multiplying the joint
angular velocity by the local net joint moment produced in that plane using the same
reference system. A power value with a negative polarity reflected a lengthening behaviour
of the joint and was associated to an energy absorption by the active contraction of the
plantar flexors or the passive joint component.
Foot switches located on the sole of participants’ shoes at the heel, the metatarsal
heads and at the toes allowed for the recording of stride characteristics. From these data,
stride length, cadence, and gait velocity were determined for each gait cycle. To obtain the
kinematic and kinetic data for one complete cycle, signais from the foot switches and the
force plates were coupled using custom software developed to determine the limits of each
cycle as well as the stance and swing phases. Three trials out of five, showing similar
speed and cadence, were averaged for each subject and the stance phase was
normalized to 100%.
4.3.4.4. Dynamometric assessment of passive plantar flexion moments
Passive plantar flexion moment measurements were per[ormed using a triaxial
force!torque dynamometer (Figure 19) consisting of a small transducer (AMTI MC3A,
Watertown, Massachusetts, U.S.A.) fixed to a handie (Riener & Edrich, 1999). The
instrument was placed between the foot segment and the evaluator’s hand (Figure 19) and
it was used to passively move the foot segment in dorsiflexion while the subjects were
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lying supine on an examination table, with the right foot hanging off the end of the table
and with the knee stabilized in full extension. The ankle was pushed until maximum
available range 0f dorsiflexion was obtained to ensure the range of movement covered
was at least equivalent to the range covered by the ankle during the stance phase of gait.
Figure 19: Illustration showing the position 0f the triaxial dynamometer on the foot segment
dunng the dynamometrïc assessment of passive plantar flexion moment at the ankle. The
markers were in the same position as dunng the gait assessment. (Reprinted from Clinical
Orthopaedics and Related Research, 456, Gaudreault N, Gravel D, Nadeau S, Desjardins P,
Brière A. Evaluation 0f joint stiffness component in the gait of children wîth Duchenne
dystrophy. pp.5i-57, © 2006, with permission from Lippincott, Wïlliams & Wiikins).
Joint orientation and ankle net moments were calculated using the same method
as during the gait assessment and the corresponding passive moments were estimated
using an inverse dynamic approach with custom software (Hof, 1992). Since three
dimensional force and moment components were recorded by the dynamometer, it was
possible to calculate the moments in the same plane as during gait. The forces acting on
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the dynamameter cansisted of the gravitatianal moment, the dynamic moment due ta the
inertial effect and the passive tesistance generated by the plantar flexors. Special care
was taken ta maye the joint very slowly sa passive velacity-dependant effects could be
avoided (Taylor et al., 1990; Lamontagne et aI., 1997). Given the light weight of the foot
segment, the gtavitatianai effect was assumed ta be minimal (Riener & Edrich, 1999).
After averaging three trials, the moment-angle curves were smoathed using quartic
palynominals. This procedure yielded resuits that were quite similar in nature ta the
original nan-filtered data with coefficients of determinatian aiways higher than 0.99.
Passive plantar flexion was quantified by the follawing variables: 1) the moment (Nm)
abtained at a darsiflexion angle camman to ail subjects (-5°); 2) by the angle (°) measured
far an applied marnent camman ta ail subjects (-7 Nm); and 3) by the stiffness coefficient
(NmI°) caiculated at the camman angle of -5° and the cammon applied moment of -7 Nm.
Four pairs af EMG electrodes were pasitianed an the muscle belly af the tibialis
anteriar, the lateral head af the gastrocnemius, the medial hamstring, and the rectus
femaris ta check for the presence af muscle activity during the passive plantar flexion
moment assessment. EMG signais were callected using a telemetric system (NORAXON
Telemya System, Scattsdale, Arizona, U.S.A.).
4.3.4.5. Passive moment contribution calculation
Net marnent values were calculated from the gait data far ail joint angles covered
during the stance phase. Net moment data during gait and dynamametric passive moment
data for three trials were averaged far each angle. Using these data, it was possible ta
calculate the relative cantributian af passive moment ta net plantar flexion moment during
gait as:









Net plantar flexion momenta
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where a represents a specific angle of the ankle joint common to both gait and
dynamometric evaluation. The relative contribution was calculated for angle values
corresponding to every 5% of the stance phase, for the percentages where a lengthening
behavior of the plantar flexors was observed for aIl subjects. These percentages
corresponded to 25 to 60% of the stance phase. Relative passive contribution was not
estimated during the shortening contraction of the plantar flexors at the end of stance
phase. This decision was motivated by the fact that the passive moment generated by the
plantar flexors as they shorten is lower than when they lengthen because of the hystetesis
phenomena (Magnusson, 1998). Consequently, it is believed that maximum contribution in
gait should be obsetved during the lengthening phase.
Gait and dynamometric measurements were obtained under the same
experimental conditions. They were performed on the same day for each participant and
the assessments where scheduled in the morning to prevent the DMD children from
getting fatigued.
4.3.4.6. Statistical analysis
Descriptive statistics were used to characterize the subject populations. The
Student t-test was chosen to examine the significance of the observed differences
between the groups for selected gait variables, for the four variables that quantified the
passive plantar flexion moment and for variables used to quantify the passive moment




By studying the clinical profile of the DMD children and based on the criterion
proposed by Brooke et al. (1981), plantar flexion contracture was found in ail DMD
subjects but one. With regard to the control group subjects, only one child demonstrated
less than 150 of dorsiflexion PROM. When the dorsiflexion PROM mean value was tested
for an observed difference between the groups, the results showed that DMD subjects had
a smaller dorsiflexion PROM mean value than the control group subjects (-12.4° ± 5.2 vs. -
22.4° ± 2.7; t(23)5.8; p0.00).
4.3.5.2. Passive plantar flexion moments variables
The passive plantar flexion moment-angle curies are presented in Figure 20. The
two curies on the left side of the figure show the mean passive plantar flexion moment
values computed for each group for angles between +5° of plantar flexion and -5° of
dorsiflexion. The mean angle found for both groups for an applied moment of -7 Nm is
depicted in the upper right corner of the figure. The cortesponding small une segments
illustrate the stiffness coefficient found at -7 Nm.
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Figure 20: Passive moment-angle curves obtained from the dynamometric assessment of
the passive ankle plantar flexion moments of both groups. The left side 0f the figure shows
the mean moment-angle values (1 SD) for both groups estimated between -5° to +5°. The
right upper corner 0f the figure illustrates the passive resistance variables that were
estimated at 7 Nm. The points represent the mean angle for a given moment whereas the
small une segments illustrate the rigidity coefficients’ slopes.
The curve of the DMD chiidren on the left side of the figure is lower than the curve
0f the control chiidren but it gets progressively doser as dorsiflexion increases. Significant
group differences wete flot observed for the following values: the mean moment estimated
at 50, the mean angle measured for an applied moment of -7 Nm and the rigidity
coefficient calculated at - 5° (Table 5). However, the rigidity coefficient at -7 Nm was
significantly higher for the DMD chiidren than for the control children. lnterestingly,
variability for the passive resistance variables was higher for the DMD children (Table 5).
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Table 5 : Passive moment variable values for each group (Mea n ± 50)
CONTROL DMD
Moment at - 50 (Nm) 4.6 ± 1.7 4.3 ± 2.3
Angle at7 Nm (°) -13.1 ± 7.1 -11.7 ± 5.7
Stiffness coefficient at - 50 (Nm/°) 0.30 ± 0.16 0.42 ± 0.39
Stiffness coefficient at - 7 Nm (Nm/°) 0.46 ± 0.07 0.75 ± 0.22 *
*p <0.05
4.3.5.3. Gait parameters and passive moment contribution
Time-distance variables showed that DMD children had a slower natural gait
velocity than the control children (0.62 m/sec ± 0.12 vs. 1.02 m/sec ± 0.13; p=O.00).
However, the cadence was similar in both groups (100.4 steps/min ± 8.4 vs. 102.7
steps/min ± 13.6). Also, the DMD children had a smaller step length than the control
children (0.37 m ± 0.07 vs. 0.57 m ± 0.06; p0.00).
The ankle joint kinematic and kinetic profiles are presented graphically in Figure 21
and 22 for the stance phase. The mean angle profiles (Figure. 21) were similar and
maximum angular displacement in dorsiflexion during the stance phase was the same for
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Figure 21: Ankle joint kinematic profiles 0f both groups during the stance phase of gait.
The ankle moment resuits demonstrated an absence of a dorsiflexion moment at
heel contact for the DMD children (Figure 22). During the plantar flexor lengthening phase,
the mean moments generated by the DMD chiidren were significantly greater than those of
the control subjects, from 5 to 30% of the stance phase (p < 0.05). For the plantar flexor
shortening phase, the DMD chiidren had Iower plantar flexion moment values than the
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Figure 22: Gait moment profile curves showing the absolute passive moments contribution
of the plantarfiexor non contractile structures. Note that the Y axis scale is the same for both
figures and that the profiles are for the stance phase only.
During the plantar flexor Iengthening phase, absolute passive moment (Nm)
contribution was similar for both groups (Figure 22). As for relative contribution (%),
statistical differences were found at 30% of the stance phase, with the control chiidren
showing higher relative passive contribution (DMD 27% vs. control 58%; p < 0.05).
However, the DMD children demonstrated higher relative passive contribution at 60%,
representing the end of the lengthening phase (DMD 25% vs. control 18%; p < 0.05).
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4.3.6. Discussion
The flrst objective of this study was to quantify passive resistance of plantar flexion
contractures in DMD chiidren. Most DMD chiidren who participated in this study had
clinical plantar flexion contractures defined as a ROM limitation less than J50 of
dorsiflexion, either associated with gastrocnemius or non-contractile structure retraction of
the joints.
Significant group differences were not shown for three of the passive moment
variables. There are few reasons for these observations. Firstly, as demonstrated by the
standard deviation of the passive moment variables (Table 4), the moment-angles curve
profiles demonstrated greater variability for the chiidren with DMD. Secondly, to compare
both groups of chiidren, we had to take a common value for alt subjects in both groups for
these variables. This may not be the best strategy to demonstrate a difference between
the groups because these common values were determined by the subject with the lowest
value for the variable of interest. Due to the non-linear relationship of the moment-angle
curve, for some subjects, these common values were located in the flatter portion of the
curve where the variation of the passive moment is low in relation to the variation of the
angular dispiacement. As a resuit, a group comparison for these variables was tested at
the beginning of the moment-angle curie where the difference between the groups is flot
significant.
The rigidity coefficients estimated at -7Nm appear to reflect the clinical contracture
measurements. To estimate this variable, a ratio of the change in passive moment to the
change in angular displacement s used. This suggests that consideration of slope value
located in portion of the curve more susceptible to show variation of the moments, may
constitute a better means to quantify stiffness than using single value variables.
The second objective of this study was to determine if passive moments contribute
more to the net plantar flexion moments in DMD children during gait. It was found that the
contribution in absolute terms (Nm) was similar in both groups of subjects. However, the
relative contribution was lower for the DMD children in the beginning of the lengthening
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phase. The reason for this lower relative contribution is related to the higher net moment in
the DMD children in early stance phase. The absence of a dorsiflexion moment at initial
contact and the higher net plantar flexion moment observed in children with DMD in early
stance phase are the result of an anterior position of the vertical ground reaction force
(Boccardi et al., 1997; Khodadadeh et al., 1986; Patte et al., 2000; Sutherland et al., 1981;
Gaudreault et al., manuscript in preparation). It is only at the end of the lengthening phase
that the passive moment contribution is higher for the DMD children. This is not explained
by a higher passive moment value observed for these children but by a lower net plantar
flexion moment. At that instance of the stance phase, the contractures may compensate
for plantar flexor weakness by controlling the forward rotation of the tibia and preventing
the body from collapsing.
The passive moment-angle curves of the DMD children showing a steeper increase
of stiffness at the end of the dorsiflexion movement and the clinical demonstration of
PROM limitation are signs that some passive changes are taking place in the plantar flexor
muscles. As reported by Seeger et al. (1985), the development cf ankle plantar flexion
contracture is very progressive with an average increase of 0.4° per month. We presume
that in a larger sample with more DMD children being in later stages of the disease, the
interplay between contracture and muscle weakness that takes place during gait could
have been clearly demonstrated.
4.3.7. Conclusion
The contribution of plantar flexion contracture to the net plantar flexion moments
during the gait cf children with DMD was estimated. For the DMD children in this study, the
presence cf plantar flexion contractures was reflected by a higher value shcwn for these
chiidren compared to control children for one cf the rigidity coefficient variables. The
passive moment contribution observed at the end cf the lengthening phase was more
significant for the DMD children, demonstrating that plantar flexion contracture may help
maintain gait function in these chiidren.
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4.4. Résultats complémentaires
4.4.1. Analyses des données enregistrées sur les plateformes de forces lors
de la marche
Les forces de réaction du sol sont des données importantes qui permettent
d’expliquer l’origine des moments de force créés aux articulations au cours de la marche.
Dans cette section, les courbes représentant l’intensité des différentes composantes des
forces de réaction du sol, de la résultante totale de ces forces de même que l’orientation
antéro-postérieure du vecteur de la résultante en fonction du cycle de marche sont
présentées. Des tests-t de Student ont été réalisés pour comparer les moyennes des
deux groupes d’enfants pour l’intensité des forces et l’orientation du vecteur. Les
comparaisons ont été effectuées à chaque 1 ¾ du cycle de marche, pour fa période
comprise entre O % à 60 %. Le degré de signification est établi à p<O.O5. Cette section ne
présente que les résultats, la discussion étant intégrée au chapitre 5 de la thèse.
4.4.1.1. Composante verticale de la force de réaction du sol
Comme on peut le voir sur la Figure 23 B, la courbe des enfants en santé marchant
à vitesse naturelle présente l’allure biphasique rapportée dans les écrits scientifiques. Elle
est décrite par un premier sommet associé au contrôle inertiel de la mise en charge, et un
second relié à l’effet inertiel de la poussée. Entre les deux sommets, la courbe redescend
de façon nette. Chez les enfants atteints de DMD, la courbe perd son allure biphasique. La
croissance de la force au début de la phase d’appui et sa décroissance à la fin de cette
même phase sont moins abruptes que chez les enfants en santé. L’intensité de la force
est significativement moindre chez les enfants dystrophiques pour les périodes situées
entre 10% et 17% et entre 46 ¾ à 50 % du cycle. Pour la période comprise entre 25% et
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Figure 23: Représentation graphique de la force globale de réaction du sol A) et de ses
différentes composantes; B) composante verticale, C) composante antéro-postérieure et D)
composante médio-Iatérale. Les forces sont présentées pour la période du cycle de marche
allant de O % à 60 %.
Lorsque les données sont comparées à une vitesse de marche qui est similaire
pour les deux groupes d’enfants (marche lente des enfants en santé), les analyses
statistiques révèlent que l’intensité de la force chez les enfants en santé est légèrement
supérieure à celle des enfants atteints de DMD, entre 28% et 32% du cycle. Comme les
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4.4.1.2. Composante antéro-postérieure de la force de réaction du sol
Les profils des courbes pour la composante antéro-postérieure de la force de
réaction du sol sont similaires pour les deux groupes d’enfants, peu importe la vitesse de
marche des enfants en santé (Figure 23 C).
Une période où les forces sont négatives est d’abord observée. Celle-ci correspond
à une réaction du sol dirigée vers l’arrière du sujet. À environ 30% du cycle, les valeurs
des forces deviennent positives et ce, jusqu’à la fin de la phase d’appui. Pour les périodes
situées entre 14 % et 17 % et entre 46 ¾ à 55 ¾ du cycle, l’intensité de la force est
diminuée chez les enfants dystrophiques lorsqu’elle est comparée à celle des enfants en
santé marchant à vitesse naturelle. Les valeurs sommets des forces dans les deux sens
sont significativement plus élevées pour les enfants en santé (valeurs maximales de la
force postérieure: -1,37 ± 0.29 N!kg vs-1,18 ± 0.34 N/kg; valeurs maximales de la force
antérieure : 1,76 ± 0.36 N/kg vs. 1,37 ± 0.35 N!kg; p < 0.05).
Pour la comparaison effectuée à une vitesse de marche qui est similaire pour les
deux groupes d’enfants, dans l’ensemble, les valeurs moyennes et les valeurs sommets
des courbes ne diffèrent pas statistiquement, sauf entre 1 % et 4 ¾ où les forces des
enfants dystrophiques sont supérieures à celles des enfants en santé.
4.4.1.3. Composante médio-latérale de la force de réaction du sol
Les forces médio-latérales sont présentées à la Figure 23 D. Les résultats
montrent que les enfants atteints de DMD possèdent, en général, des valeurs de force qui
sont négatives au tout début de l’appui. Ceci indique que les forces sont dirigées vers la
partie médiane du corps, de l’extérieur vers l’intérieur. Statistiquement, l’intensité des
forces médiales des enfants dystrophiques est plus élevée que celle des enfants en santé
pour la comparaison à vitesse naturelle pour presque toute la durée du cycle, sauf entre
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35 ¾ et 49% du cycle. La différence entre les deux groupes d’enfants demeure présente
pour la période comprise entre 12 % et 60 % du cycle lors de la comparaison à vitesse
similaire (marche à vitesse lente des enfants en santé).
4.4.1.4. Résultante totale des forces de réaction du sol
Puisque la résultante totale des forces de réaction du sol (Figure 23 A) est
largement dominée par l’influence de la composante verticale (Figure 23 B), il n’est pas
surprenant de trouver statistiquement les mêmes résultats pour ces données que ceux
observés pour la composante verticale.
4.4.1.5. Orientation antéro-postérieure du vecteur résultant de la force de réaction
du sol
Dans l’ensemble, les courbes représentant l’orientation du vecteur de la force de
réaction du sol traduisent le comportement de la composante antéro-postérieure qui a été
rapporté précédemment. Au début d’appui, entre 0% et 30 %, le vecteur est orienté vers
l’arrière (valeurs négatives) pour devenir ensuite orienté vers l’avant (valeurs positives)
jusqu’à la fin de l’appui (Figure 24). Sur la figure, la valeur O représente une orientation
parfaitement verticale du vecteur. Ainsi, plus la courbe s’éloigne de la valeur 0, plus le
vecteur est horizontal. Pour la comparaison à vitesse naturelle, l’orientation du vecteur est
plus horizontale pour les enfants atteints de DMD que pour les enfants en santé et ceci est
statistiquement significatif entre 2% et 10% du cycle (p <0.05).
Figure 24: Orientation antéro-postérieure du vecteur de la force de réaction du sol
présentée pour une période du cycle de marche allant de O % à 60 %. Les valeurs négatives
indiquent que le vecteur est incliné vers l’arrière, la valeur O indique que le vecteur est
vertical et les valeurs positives indiquent que le vecteur est incliné vers l’avant.
Lorsque la comparaison entre les groupes est faite pour une vitesse de marche
similaire, la différence entre les groupes persiste et elle se poursuit jusqu’à 17% du cycle,
avec une inclinaison postérieure du vecteur plus importante pour les enfants
dystrophiques.
4.4.1.6. Situation du centre de pression
La position du centre de pression, normalisée à la longueur du pied, est donnée en
référence à la position du centre articulaire de la cheville. Les valeurs négatives signifient
que le vecteur de la force de réaction passe en arrière de la cheville alors que les valeurs
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Antero-postenor location 0f the
center of pressure
positives indiquent un vecteur passant devant la cheville. Sur la Figure 25, les résultats
montrent clairement que, chez les enfants dystrophiques, le vecteur se situe en avant de
la cheville au tout début du cycle de marche. Lorsque la position du vecteur chez les
enfants atteints de DMD est comparée à celle des enfants en santé, pour les deux
vitesses de marche, elle est significativement plus antérieure chez les enfants
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Figure 25: Situation du centre de pression sous le pied de la jambe d’appui. La distance a
été normalisée pour la longueur du pied. Les données sont présentées pour la période du
cycle de marche allant de O % à 60 %.
En résumé, quand les enfants atteints de DMD sont comparés aux enfants en
santé marchant à une vitesse naturelle, ils présentent au début de cycle un appui qui se
fait sur le devant du pied avec une orientation de la force de réaction qui est plus
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postérieure. Les courbes des forces verticales et de la force de globale de réaction du sol
montrent une absence du premier sommet et une diminution du taux de croissance de la
mise en charge, un peu comme si ces forces étaient amorties. Une mise en charge plus
antérieure est observéé chez les enfants dystrophiques en comparaison aux enfants en
santé et ce, à des instants équivalents du cycle de marche. Les enfants atteints de DMD
montrent une force de poussée horizontale à fin de l’appui qui est inférieure à celle des
enfants en santé. Enfin, la force médio-latérale chez les enfants dystrophiques est
presque toujours supérieure à celle des enfants en santé.
En comparant les courbes de forces de réaction du sol des enfants atteints de
DMD avec celles des enfants en santé à une vitesse de marche similaire aux deux
groupes, certaines différences constatées lors de la comparaison faite à une vitesse de
marche naturelle disparaissent. Les différences importantes qui persistent sont d’abord la
force médio-latérale qui est plus grande pour les enfants atteints de DMD. Ensuite, la
position de la force de réaction du sol par rapport à la cheville est plus antérieure pour les
enfants dystrophiques et l’inclinaison de cette force est plus imprtante au début du cycle
pour ces enfants.
4.4.2. Résultats de l’analyse de fidélité de l’évaluation dynamométrique des
variables de moments passifs de flexion plantaire à la cheville
Afin d’avoir un indice de fidélité pour la mesure expérimentale des variables de
moments passifs de flexion plantaires à la cheville, nous avons répété la procédure
expérimentale chez un groupe de quatorze enfants en santé lors d’une deuxième
évaluation. Des coefficients de corrélation intraclasse et l’écart type de l’erreur de mesure
ont été calculés pour chacune des variables de moments passifs. Les résultats montrent
une bonne fidélité pour les variables suivantes le moment mesuré à un angle commun de
O de flexion dorsale, l’angle mesuré à un moment commun de -7 Nm et le coefficient de
rigidité calculé à un angle commun de -5 O de flexion dorsale (Tableau 6). Pour le
coefficient de rigidité calculé à un moment commun de -7 Nm, la fidélité est moyenne.
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Moment à - 50 (Nm) 4,2 ± 1,7
AngleàfNm(0) -13,1 ± 7,1
Rigidité - 5° (NmI°) 0,30 ± 0,16














Ce chapitre résume d’abord les principaux résultats des articles 3, 4 et 5 présentés
dans celle thèse. Ces résultats seront ensuite discutés et les liens existants entre les
articles seront mis en évidence. Ce chapitre propose aussi de nouvelles pistes
d’interprétations basées sur les données des résultats complémentaires présentées au
chapitre 4. Enfin, les limites des études de la thèse sont abordées et certaines avenues
sont proposées pour des recherches futures.
Les résultats de l’article 3 montrent que les différences observées dans les profils
cinématiques et cinétiques de marche des enfants atteints de DMD ne sont pas
attribuables aux effets de la vitesse de marche. Ces différences sont plutôt une
conséquence des déficiences du système musculo-squelettiques associées à la maladie
et qui sont, selon les écrits scientifiques, la faiblesse musculaire et les contractures. Le
râle mécanique des contractures a été étudié dans les articles 4 et 5. Les résultats des
travaux réalisés à la hanche (article 4) montrent une contribution importante des moments
passifs aux moments nets de flexion lors de la marche chez les deux groupes de sujets.
Dans l’article 5 qui porte sur la cheville, les résultats indiquent que la présence d’une
contracture en flexion plantaire ne semble pas nuire à la marche des enfants
dystrophiques. L’intensité des moments passifs rapportée en valeurs absolue (Nm),
estimée lors de la marche, est similaire pour les deux groupes d’enfants. Toutefois, la
contribution relative (¾) des moments passifs à la production des moments nets de flexion
plantaire à la marche n’est pas la même entre les deux groupes de sujets du fait que les
profils de moment nets sont différents: Au début de l’allongement des fléchisseurs
plantaires lors de la phase d’appui, la contribution relative est plus faible chez les enfants
atteints de DMD que chez les enfants en santé alors qu’au maximum de l’allongement,
c’est l’inverse qui se produit.
o
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5.1. Les effets de la vitesse de marche sur les paramètres
cinématiques et cinétiques des enfants atteints de DM0
Le premier objectif de ce programme de recherche était tout d’abord de comparer
la marche des enfants dystrophiques à celle d’enfants en santé. Nous avons cherché à
savoir si les changements rapportés dans les études antérieures étaient réellement
attribuables aux déficiences associées à la maladie et non à l’effet de la vitesse de
marche, laquelle est moindre chez les enfants atteints de DMD. Pour considérer ce
facteur, nous avons demandé aux enfants en santé de marcher à leur vitesse naturelle de
même qu’à une vitesse plus lente. Il a été convenu de ne pas imposer aux enfants en
santé de marcher à une cadence ou à une vitesse déterminée, lors des essais à vitesse
lente, afin d’obtenir une démarche spontanée. Le résultat d’une telle approche est que les
enfants en santé n’ont pu ajuster leur patron de marche de manière à avoir simultanément
une longueur de pas et une cadence appariées à celles des enfants dystrophiques
marchant à vitesse naturelle.
51.1. Les variables spatio-temporel les
Comme l’ont démontré les études précédentes, la vitesse naturelle de marche des
enfants dystrophiques est moindre que celle des enfants en santé. La comparaison entre
les deux groupes d’enfants montre que la vitesse naturelle plus lente observée chez les
enfants dystrophiques est expliquée par une diminution de la longueur de l’enjambée, car
la cadence moyenne des deux groupes est similaire. Lorsque la comparaison entre les
groupes est faite à des vitesses similaires, on constate alors que les enfants atteints de
DMD ont une cadence plus élevée que celle des enfants en santé, mais la longueur de
l’enjambée demeure plus courte chez les enfants dystrophiques. Donc dans l’ensemble, la
marche des enfants dystrophiques est caractérisée par une longueur des pas qui est
raccoucie.
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Ces enjambées plus courtes semblent être associées à l’angle d’extension de la
hanche qui est moindre chez les enfants atteints de DMD, peu importe que les données
soient comparées à celles obtenues chez les enfants en santé lors de la marche à vitesse
naturelle ou à vitesse lente. Il est à noter que la perte d’extension à la hanche a été
rapportée par d’autres auteurs (Boccardi et al., 1997; Frigo et al., 1997; Patte et al., 2000;
Sutherland et al., 1981) et elle serait attribuable aux contractures en flexion qui se
développent à cette articulation. Nous reviendrons sur ce point à la section 5.2. Il est
proposé que la diminution de la longueur de l’enjambée, même associée à une
augmentation de la cadence, serait considérée comme un élément qui favorise un meilleur
contrôle de l’équilibre chez les enfants atteint DMD (Larsson et al., 1980). Cependant,
aucune démonstration rigoureuse n’a jamais été faite pour appuyer cette affirmation. Le
fait que les forces de réactions antéro-postérieures diminuent avec la longueur de
l’enjambée (voir Figure 23) supporte de façon indirecte que l’équilibre est moins précaire
lors de la marche avec des pas plus courts (Martin et Marsh, 1992).
5.1.2. Les variables cinématiques et cinétiques
L’intensité du moment extenseur au début de la phase d’appui est moindre chez
les enfants atteints de DMD comparés aux enfants en santé. Nous avons tout d’abord
pensé que les enfants attients de DMD utilisaient des enjambées plus courtes afin de
réduire la distance entre le bras de levier de la force de réaction du sol et l’axe articulaire
de la hanche au contact initial. Cette stratégie diminuerait l’effort demandé aux muscles
extenseurs pour soutenir le moment externe de flexion. L’analyse des profils cinématiques
et cinétiques de la hanche nous a conduits sur une autre piste d’explication possible. Tout
d’abord, l’angle de flexion à la hanche lors du contact initial est le même chez les deux
groupes d’enfants. Ce n’est donc pas au contact initial que l’enfant atteint de DMD
raccourcit son enjambée. L’observation des données des plateformes de force (Figure 23)
montre une diminution significative de l’intensité de même qu’une réduction du taux de
croissance de la composante verticale de la force de réaction du sol chez les enfants
dystrophiques. De plus, la composante inertielle reliée à l’accélération verticale est à peu
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près nulle chez les enfants dystrophiques. Ces résultats peuvent être expliqués par un
amortissement de la force verticale de réaction du sol en raison d’un contact avec la
plante du pied au lieu du talon. Les données du déplacement antérieur du centre de
pression sous le pied appuient cette argumentation. Comme le démontre la Figure 24, la
diminution du moment extenseur à la hanche observée chez les enfants atteints de DMD
serait aussi une conséquence de l’orientation du vecteur de la force de réaction du sol. Ce
dernier est plus incliné vers l’arrière chez les enfants dystrophiques que chez les enfants
en santé. Cette inclinaison a pour effet de raccourcir le bras de levier de la composante
verticale de la force de réaction du sol, ce qui contribue à diminuer le moment externe de
flexion exercé à la hanche par cette force. Les différences observées dans la cinétique de
la hanche des enfants atteints de DMD au tout début de la phase d’appui demeurent
présentes même lorsque la vitesse de marche est similaire pour les deux groupes
d’enfants. Ces différences sont donc attribuables à un changement biomécanique relié à
la maladie.
Ce n’est qu’un peu plus loin dans la phase d’appui que le raccourcissement de
l’enjambée, associé avec une diminution de l’angle d’extension de la hanche, est
susceptible de rapprocher le vecteur vertical de la force de réaction du sol plus près du
centre articulaire de la hanche. Cette stratégie permet de diminuer la demande mécanique
qui est imposée aux muscles fléchisseurs de la hanche pour prévenir l’effondrement du
corps. Nos résultats vont en ce sens pour la comparaison des deux groupes à vitesse
naturelle, car ils montrent que la force de réaction verticale est généralement de même
intensité chez les deux groupes. Par contre, la force de réaction horizontale (force dirigée
vers l’avant) est diminuée chez les enfants dystrophiques. La diminution de la force de
réaction horizontale est un phénomène normalement associé avec une enjambée plus
courte et à une diminution de la poussée plantaire (Martin et Marsh, 1992). Par ailleurs, à
la toute fin de l’appui et au début de l’oscillation, les fléchisseurs de la hanche doivent
aussi créer un moment pour accélérer la hanche en flexion afin de dégager le pied du sol.
Comme la vitesse naturelle de marche est plus lente chez les enfants atteints de DMD que
chez les enfants en santé, il est probable que l’accélération et le moment correspondant
soient moins intenses chez les enfants dystrophiques. Cette différence d’intensité des
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accélérations peut expliquer pourquoi la génération d’énergie à la hanche est moindre
chez les enfants atteints de DMD.
Chez les enfants en santé, au cours de Ta phase d’appui, la chute du bassin dans
le plan frontal est prévenue par une action excentrique des abducteurs du côté
homolatéral à la jambe d’appui. Au moment de la poussée, une action concentrique des
abducteurs du côté de la jambe d’appui est nécessaire pour soulever le bassin et dégager
le pied de la jambe en oscillation du sol. En raison de la faiblesse des muscles
abducteurs, les enfants atteints de DMD utiliseraient plutôt les accélérations latérales pour
positionner le tronc au dessus de la hanche afin de maintenir le bassin en équilibre. Ceci
se traduit pat une différence significative dans l’intensité du vecteur médial de la force de
réaction du sol, ces forces étant plus élevées pour les enfants attainets DMD (Figure 23).
Ce déplacement du tronc dans le plan latéral est favorisé par une action concentrique des
abducteurs au cours de la phase d’appui et il devrait être associé à un élargissement de la
base de sustentation. Malheureusement, la cinématique du tronc n’a pas fait l’objet
d’analyse dans cette étude. Par contre, les essais de marche ont été enregistrés à l’aide
de caméra vidéo et l’observation des films confirme la présence d’un dandinement
(oscillations dans le plan frontal) chez les enfants DMD tels que rapportés par d’autres
auteurs (Sutherland, 1981; Vanasse, 1993). En se basant sur des données
expérimentales, Armand et al. (2005) concluent que la faiblesse des abducteurs de la
hanche est responsable des modifications observées à la hanche dans le plan frontal. Nos
résultats vont en ce sens, car les différences dans l’intensité des moments demeurent
présentes lors de la comparaison avec les données de marche lente des enfants en santé.
Pour ce qui est du genou, les différences observées dans les profils cinématiques
et cinétiques des enfants dystrophiques au début de la phase d’appui semblent être
déterminées par plusieurs facteurs. Tout d’abord, chez les enfants dystrophiques, la prise
de contact sut le sol ne se fait pas avec le talon, mais plus antérieurement sous la plante
du pied. Ceci déplace la force de réaction du sol vers l’avant et cette force contribuera à
stabiliser le genou en extension alors que normalement, à cet instant du cycle de marche,
elle a tendance à fléchir le genou. Ainsi, le moment extenseur diminue comme le
démontrent nos résultats, ou encore, chez certains enfants, il s’inverse pour devenir
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fléchisseur. Lorsque tel est le cas, la stabilité du genou est assurée par un moment
fléchisseur créé par les structures postérieures du genou et non par l’entrée en jeu du
quadriceps comme il est généralement observé chez les enfants en santé. L’avantage que
procure la position en équin du pied a été mis en évidence chez les enfants qui ont une
démarche sur la pointe des pieds par Kerrigan et al., (2002). Selon ces auteurs, une telle
position du bien réduit la longueur du bras de levier de la force externe par rapport au
centre articulaire de la cheville et l’effort demandé aux fléchisseurs plantaires pour contrer
la force de réaction sol est moindre. Comme la présence de faiblesse musculaire chez les
enfants dystrophiques est rapportée dans les écrits scientifiques, cette modification de la
cinématique de la cheville pourrait être avantageuse pour ces enfants.
La réduction du moment extenseur au genou peut aussi être expliquée par la
diminution de la force globale de réaction du sol. Comme nous l’avons indiqué plus haut,
cette réduction de la force de réaction est possiblement due à un amortissement de la
composante verticale. Chez les enfants atteints de DMD, la baisse du moment extenseur
est tout de suite suivie d’un moment fléchisseur au début de la phase d’appui. Ceci
s’accompagne d’une période d’absorption d’énergie de faible amplitude et sans
fluctuation. Ces données indiquent que chez les enfants atteints de DMD, un travail
statique est effectué par les structures postérieures du genou, probablement dans le but
d’assurer une stabilité à cette articulation. Cette stratégie n’est pas déterminée par la
vitesse de marche, elle est propre aux enfants dystrophiques.
Les données qui représentent le déplacement antérieur du centre de pression
(COP) sous le pied de la jambe d’appui confirment que chez les enfants dystrophiques, le
vecteur vertical de la force de réaction du sol est situé devant le centre articulaire de la
cheville (Figure 25). Ceci se traduit par la présence d’un moment de flexion plantaire pour
la durée complète du cycle de marche. En association avec le moment extenseur observé
à la hanche et le moment fléchisseur souvent observé au genou, ce moment de flexion
plantaire contribue à la stabilisation du genou selon le concept du moment supporteur
proposé par Winter (1980). Ces modifications des paramètres de marche observés à la
cheville chez les enfants atteints de DMD ne sont pas l’effet d’une vitesse de marche plus
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lente chez ces enfants, mais une adaptation pour compenser la faiblesse des muscles
extenseurs du genou et assurer la stabilisation du genou.
Les résultats de nos travaux montrent également que les enfants dysttophiques
préparent la phase d’oscillation d’une manière qui leur est propre. Peu après 40 % du
cycle de marche, un moment interne de flexion est observé au genou et ceci coïncide
avec la levée du talon et un déplacement du centre articulaire de la cheville vers le haut et
l’avant afin d’amorcer la phase d’oscillation. Au même instant, une phase de génération
d’énergie de même amplitude est observée à cette articulation pour les deux groupes
d’enfants lors de la comparaison à vitesse naturelle. Cette période de génération
d’énergie, généralement absente chez l’adulte, a été rapportée lors de la marche chez les
jeunes enfants (Cupp, 1999). À notre connaissance, elle n’a jamais été interprétée. C’est
donc juste après que la stratégie employée par les enfants atteints de DMD se démarque
de celle des enfants en santé. Chez les enfants en santé, la génération d’énergie
déployée à la hanche (H3) lors de la phase de pré oscillation a pour effet d’accélérer la
flexion du genou à cause des interactions mécaniques entre les segments (Putnam,
1991). Cette flexion du genou est toute de suite ralentie et contrôlée par une action
excentrique des extenseurs du genou. Chez les enfants atteints de DMD, l’action
concentrique des fléchisseurs du genou se prolonge, comme si le genou était propulsé
dans un mouvement de flexion par les fléchisseurs de la cheville et du genou. La quantité
d’énergie produite à la hanche ne contribue possiblement pas suffisamment à amener le
genou en flexion donc, les enfants dystrophiques doivent utiliser les fléchisseurs du genou
de manière concentrique pour dégager le pied du sol. Les changements observés dans
les paramètres de marche des enfants dystrophiques durant la période de pré oscillation
sont en parti attribuables à l’effet de la vitesse de marche. Comme la quantité d’énergie
générée à la hanche durant cette période chez les enfants dystrophiques est similaire à
celle observée chez les enfants en santé marchant à vitesse lente ce paramètre est
influencé par la vitesse de marche. Par contre, la stratégie de contrôle du genou
qu’utilisent les enfants dystrophiques durant la période de pré oscillation se distingue de
façon évidente de celle utilisée par les enfants en santé. Chez ces derniers, le genou est
contrôle de la même manière, peu importe la vitesse à laquelle ils marchent. Le fait de
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prendre en considération l’effet de la vitesse de marche nous a permis de mieux
contraster le profil de marche des enfants atteints de DMD par rapport à celui des enfants
en santé. À la lumière des résultats de ce troisième article de la thèse, nous pouvons
conclure que les différences observées chez les enfants atteints de DMD dans la longueur
du pas, de même que dans certains paramètres cinématiques et cinétiques, sont
principalement attribuables aux effets de la maladie. En raison de l’absence de donnée sur
la force musculaire des enfants dystrophiques de cette étude, il ne peut être affirmé hors
de tous doutes que que les modifications observées dans les paramètre de la marche sont
nécessairement attibuable à la faiblesse. Par contre, le profil clinique des enfants atteints
de DMD est bien documenté (McDonald et al., 1995, Scott et al., 1982, Brooke et al.,
1981 b) et en se basant sur ce que les écrits scientifiques rapportent, il est fort probable
que dans cette étude, la faiblesse musculaire se manifeste par une diminution de
l’intensité des moments extenseurs de la hanche et du genou. La présence de cette
déficience se manifesterait aussi dans la quantité d’énergie générée à la hanche, qui est
moindre chez les enfants atteints de DMD. De plus, nous croyons que le décours temporel
des profils de marche est aussi influencé par la faiblesse musculaire. Compte tenu de la
faiblesse préférentielle des muscles extenseurs (Sutherland et al., 1981) les enfants DMD
privilégient l’utilisation de moments fléchisseurs pour contrer l’effondrement du corps dès
les premiers instants de la phase d’appui. Cette stratégie d’utilisation des moments
fléchisseurs nous amène à discuter des résultats des articles 4 et 5 de cette thèse.
52. Comparaison des moments passifs de flexion à la hanche et à
la cheville entre les deux groupes d’enfants
La première étape qui nous a conduits au calcul de la contribution mécanique des
contractures lors de la marche a été de mesurer expérimentalement les moments passifs
de flexion à la hanche et à la cheville chez les deux groupes de sujets. Les courbes
moment-angle ont été obtenues à partir de mobilisations passives de ces deux
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articulations dans le plan sagittal. La comparaison entre les groupes a été testée pour
quatre variables de moments passifs mesurées à partir de ces courbes; 1) le moment pour
un angle commun à tous les sujets, 2) l’angle pour un moment commun à tous les sujets
et 3) les coefficients de rigidité calculés à un angle et à un moment commun déterminés
pour chacune des deux articulations.
5.2.1. Moments passifs de flexion à la hanche
Dans cette thèse, la prémisse sur laquelle repose la deuxième hypothèse est qu’en
raison de la présence de contractures, les moments passifs en flexion seront plus élevés
chez les enfants atteints de DMD que chez les enfants en santé. Pour ce qui est de la
hanche, les résultats de nos travaux n’ont pu valider cette hypothèse. La comparaison des
deux groupes d’enfants en regard des moments passifs mesurés à cette articulation n’a
montré aucune différence significative.
À cette articulation, l’évaluation clinique a révélé que les enfants des deux groupes
n’avaient pas de contracture en flexion. Les résultats de l’évaluation dynamométrique
reflètent donc les résultats de l’évaluation clinique pour cette articulation. Selon
MacDonald et al. (1995), l’apparition des contractures avant l’âge de neuf ans est rare.
Ces dernières se développeraient conjointement avec le confinement au fauteuil roulant
qui survient vers l’âge moyen de 10 ans. L’âge moyen des enfants atteints de DMD qui ont
participé à notre étude est d’environ 9 ans et la plupart d’entre eux marchaient encore de
façon autonome. Nous pouvons supposer que le profil clinque des enfants dystrophiques
de notre échantillon correspondait au profil décrit par MacDonald.
La mesure expérimentale des moments passifs à la hanche est parsemée
d’embûches et nous n’y avons malheureusement pas échappé dans la présente étude.
Les données de cinq sujets atteints de DMD de même que celles de huit enfants du
groupe contrôle ont dû être exclues des analyses statistiques. Le montage expérimental
proposé a permis de prendre en compte plusieurs sources d’erreurs possibles telles que la
présence d’activité musculaire dans les muscles entourant la hanche, le moment d’inertie
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créé par l’accélération de la cuisse, les erreurs dans l’identification de la position et de
l’orientation des segments et du centre articulaire de la hanche. Cependant lors du
traitement des données, nous avons constaté qu’une erreur dans le calcul des angles de
la hanche était survenue chez certains enfants en raison d’une mauvaise stabitisation du
bassin. Bien que la petite taille de l’échantillon nous contraigne à considérer les résultats
de cette étude comme des résultats préliminaires, ces travaux n’en demeurent pas moins
intéressants. À notre connaissance, la mesure expérimentale des moments passifs de
flexion à la hanche chez les enfants n’a pas fait l’objet d’autres études. Pourtant, plusieurs
chercheurs se sont intéressés à la problématique de la raideur à la hanche autant chez les
adultes et que chez les enfants (Bartlett et al., 1985 ; Lee et al., 1997; Shimada et al.,
1996; Glard et al., 2005). Le diagnostic et le traitement de cette déficience reposent
encore à ce jour sur des mesures cliniques comportant plusieurs limites, comme nous
l’avons décrit dans le chapitre présentant la recension des écrits. Cette étude pourrait
ouvrir la porte à des investigations futures ciblant la problématique de la raideur à la
hanche. C’est pourquoi nous croyons en la pertinence de poursuivre le développement de
notre protocole afin de proposer un outil de mesure de la raideur valide et fiable.
5.2.2. Moments passifs de flexion à la cheville
À la cheville, une différence significative entre les groupes d’enfants a été
démontrée pour le coefficient de rigidité estimé pour un moment commun. Ces résultats
reflètent ceux obtenus lors de l’évaluation clinique l’amplitude articulaire en flexion
dorsale est significativement moindre chez les enfants DMD (12.4° ± 5.2 vs. 22.4° ± 2.7; p
< 0.05) et les contractures en flexion plantaires étaient présentes chez presque tous les
enfants selon le critère qui a été établi. Malgré ces résultats et bien que la relation entre la
longueur absolue du triceps surat et l’amplitude articulaire de flexion dorsale ait déjà été
démontrée (Tardieu et al., 1977), nous soutenons que la raideur ne peut être quantifiée
par une mesure d’amplitude articulaire. Cette mesure représente l’excursion angulaire de
l’articulation, sans plus. Ainsi, l’amplitude articulaire devrait plutôt être considérée comme
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un premier paramètre d’une définition de la contracture qui serait plus complète si une
mesure de la raideur était aussi considérée.
Les résultats montrent une absence de différence significative pour trois des quatre
variables de moments passifs mesurées. Il est possible que les manifestations cliniques
de la maladie aient progressé de façon différente d’un enfant à l’autre. Cet argument est
appuyé par l’observation les courbes moment-anlge individuelles qui sont présentées à
l’annexe 6. Ceci expliquerait la plus grande variabilité observée chez les enfants
dystrophiques pour ces variables, et ce, autant à la cheville qu’à la hanche. De plus, ces
variables ont été mesurées pour des valeurs d’angle et de moment communes aux deux
groupes. Cette méthode implique que les valeurs les plus basses ont été considérées pour
la comparaison des échantillons. L’intensité des moments passifs des enfants plus raides
se trouve sous-estimée, car pour ces sujets, les valeurs d’angle et de moment communes
aux deux groupes sont situées dans le début de leur courbe respective, à l’endroit où la
variation des moments en fonction de la variation du déplacement angulaire est faible.
Contrairement aux coefficients de rigidité, la mesure des variables angle pour un moment
commun et moment pour un angle commun n’implique pas le calcul d’une dérivée. La
nature non linéaire de la relation moment-angle n’est pas donc pas considérée. C’est
pourquoi nous croyons qu’un calcul de pente constitue un meilleur indice de raideur.
Si un plus grand nombre d’enfants avaient participé à l’étude, il aurait été possible
de tenir compte de la variabilité inter sujets en divisant notre échantillon en sous-groupe
selon le stade d’évolution de la maladie. Cette méthode aurait également permis d’étudier
la progression des contractures en fonction d’autres variables telles que l’âge ou le statut
fonctionnel des enfants.
Dans l’ensemble, les résultats de l’évaluation expérimentale des moments passifs
de flexion plantaire à la cheville montrent une bonne fidélité pour les variables suivantes
le moment mesuré à un angle de 5° de flexion dorsale (0.71), l’angle mesuré pour moment
de -7 Nm (0.81) et le coefficient de rigidité calculé à un angle à angle de 5° de flexion
dorsale (0.78). Par contre, la fidélité pour le coefficient de rigidité calculé à un moment de
—7 Nm s’est avérée modérée (0.47). lI est possible que chez certains sujets, un
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changement physiologique dans les tissus puisse être survenu entre les deux visites,
rendant l’articulation plus ou moins raide. Comme le coefficient de rigidité pour un moment
de -7 Nm est calculé plus loin sur la courbe moments-angles que celui estimé pour un
angle de 5° de flexion dorsale, les effets d’un tel changement seraient plus perceptibles
pour cette variable compte tenu de la non-linéarité de la relation moment-angle. L’erreur
de mesure peu élevée pour cette variable peut aussi expliquer la variance. Pour aller plus
loin dans cette piste d’explication, une analyse de la fidélité à l’aide de la théorie de la
généralisabilité (Shavelson and Webb, 1991) permettrait de mieux quantifier les
différentes sources de variances.
Pour la cheville, l’hypothèse formulée dans l’article 5 de la thèse peut donc être
validée. Les enfants atteints de DMD de notre étude sont contracturés en flexion plantaire
et le coefficient de rigidité mesuré dans la portion ascendante de la courbe moment-angle
démontre que le moment passif de flexion est plus important chez ces enfants.
5.3. La contribution des moments passifs de flexion lors de la
marche.
À la hanche, notre étude ne permet pas de conclure que la contribution des
moments passifs de flexion lors de la marche est plus élevée chez les enfants
dystrophiques que chez les enfants en santé. Ceci peut s’expliquer par les résultats de
l’évaluation des moments passifs; ces enfants ne sont pas contracturés et de plus, ils ne
sont pas plus raides à la hanche que les enfants en santé. Ces résultats démontrent
également que la réduction de la longueur du pas et la diminution de l’angle d’extension à
la hanche observées lors de la phase d’appui chez les enfants atteints de DMD ne
seraient pas des conséquences de la présence de contractures en flexion à la hanche. Il
s’agit donc d’adaptations cinématiques permettant entre autres à l’enfant dystrophique de
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maintenir le vecteur vertical de la force de réaction du sol près du centre articulaire de la
hanche tel que discuté précédemment.
Il est intéressant de noter que les deux groupes d’enfants montrent des valeurs
non négligeables (plus de 40 ¾) de contribution et nos résultats appuient ceux de Yoon et
Mansour (1982) et de Silder et aI. (2007). Dans le modèle théorique reliant les
contractures à la performance de la marche présenté au chapitre 2, il était supposé que
les contractures en flexion de la hanche puissent contribuer à la production du moment net
de flexion. Cette contribution serait plus importante à l’instant du cycle de marche où les
muscles fléchisseurs sont le plus allongés. Les résultats montrent des valeurs élevées de
contribution des moments passifs aux moments nets de flexion pour les enfants des deux
groupes, mais nous ne pouvons lier ces valeurs de contribution à la présence de
contractures. Notre modèle théorique est donc validé en parti seulement. Par ailleurs,
nous croyons que les moments passifs en flexion à la hanche seront bénéfiques à la
marche des enfants dystrophiques durant la phase d’appui en autant que les enfants
puissent positionner le vecteur vertical de la force de réaction du sol derrière la hanche.
Ceci sera possible par l’accentuation de la lordose lombaire ou par le maintien d’une
amplitude articulaire en extension de la hanche assez grande pour permettre une telle
stratégie.
Afin de tenir compte de la différence entre les deux groupes pour la durée du
temps d’appui, les données de marche ont été normalisées pour un cycle complet de
même que pour la phase d’appui seulement. Aussi, le calcul de la contribution a été
effectué lors de l’allongement des fléchisseurs plantaires, et ce, à plusieurs instants de la
phase d’appui contrairement à la hanche où la contribution avait été estimée à seulement
deux instants. Cette procédure a permis une interprétation de I’interrelation forces actives!
forces passives à plusieurs instants du temps d’appui. Les résultats sont les mêmes, peu
importe la méthode (normalisation du cycle ou de la phase d’appui). Ils montrent que les
moments passifs absolus (en Nm) calculés lors de la marche sont similaires entre les deux
groupes d’enfants tout au long de la phase d’appui. Par contre, la contribution relative est
moindre chez les enfants atteints de DMD, et ce, entre 5 et 30% de la phase d’appui. À cet
instant du cycle, les données de marche indiquent que les moments nets de flexion
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plantaire sont plus élevés chez les enfants dystrophiques. Ceci s’explique par l’absence
de moment de flexion dorsale au début de la phase d’appui chez ces enfants, ce qui est
compatible avec une mise en charge localisée devant le centre articulaire de la cheville.
Les valeurs de contribution sont donc moins élevées chez les enfants atteints de DMD au
début de la phase d’appui, car le dénominateur de l’équation est plus grand que chez les
enfants en santé. Vers la fin de la phase d’allongement, la situation s’inverse, c’est-à-dire
que les valeurs de moments nets sont plus élevées chez les enfants en santé et les
résultats montrent une contribution des moments passifs plus élevée pour les enfants
atteints de DMD.
Les résultats de l’article 5 valident notre modèle théorique de contribution des
contractures présenté au chapitre 2. L’évaluation clinique indique que les enfants
dystrophiques de notre échantillon sont contracturés en flexion plantaire et ces résultats
sont appuyés par un coefficient de rigidité plus élevé en fin de flexion dorsale. Les
contractures contribuent au contrôle de l’effondrement du corps lors de la phase d’appui,
avec une contribution plus importante pour les enfants dystrophiques à l’instant où les
fléchisseurs plantaires sont près du maximum de leur allongement. Bien que la présence
de faiblesse chez les enfants dystrophiques de notre étude ne puisse qu’être présumée,
les résultats du troisième article supposent que cette déficience fait en sorte que les
moments nets de flexion plantaire sont significativement moindres chez les enfants
atteints de DMD, juste avant la poussée. Nous pouvons conclure que les moments passifs
associés à la présence de contractures en flexion plantaire peuvent aider la marche de
l’enfant dystrophique à cet instant du cycle de marche. Par contre, sans les données de
force des enfants dystrophiques de notre échantillon, nous ne pouvons conclure hors de
tous doutes que les contractures compensent pour la faiblesse des fléchisseurs plantaires
chez ces enfants.
Les résultats de notre étude confirment le rôle présumé des contractures des
fléchisseurs plantaires sur la stabilisation du genou tel que présenté dans notre modèle
théorique. Dans les deux premiers tiers de la phase d’appui, la cheville est étirée vers la
flexion dorsale et les moments passifs créés par l’étirement des gastrocnémiens peuvent
effectivement aider à la production du moment fléchisseur observé au genou. Le profile de
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puissance confirme qu’à cet instant, l’énergie est absorbée par les structures postérieures
du genou et que celui-ci bouge peu.
5.4. Implication des résultats sur la pratique clinique
Les résultats de cette thèse pourraient avoir un impact sur le choix des outils
utlisés par les cliniciens impliqués dans le traitement des enfants atteints de DMD pour
déterminer la présence des contractures. La pluspart des cliniciens se basent sur une
mesure d’amplitude articulaire pour établir si il y a présence ou non d’une contracture à
une articulation. Afin de valider le diagnostique ou encore pour évaluer les effets d’un
traitement visant à réduire les contractures, cette mesure devrait être appuyée par une
mesure de la raideur. Ceci peut être réalisable à l’aide d’un dynmomètre isocinétique de
type Biodex ou d’un appareil plus simple comme un dynamomètre manuel. D’ailleurs, un
protocole standardisé de mesure de la force dynamométrique chez les enfants est
actuellement en cours de développement (Saulnier et al., 2007). Des mesures comme le
moment mesuré pour un angle commun ou l’angle mesuré pour un moment commun
pourraient ainsi s’ajouter aux mesures d’amplitudes articulaires.
Les résultats présentés dans cette thèse ouvrent une piste de réflexion quant au
rôle des contractures ou de la raideur. Est-ce parce qu’une articulation est raide qu’elle
doit nécessairement être traitée? Les contractures sont souvent perçues comme étant
nuisibles à la performance de la marche. Par contre nos résultats indiquent que, dans les
premiers stades de la maladie, les moments passifs associés à la présence des
contractures en flexion plantaire pourraient plutôt aider la marche des enfants atteints de
DMD. Ceci ne veut pas dire que cette déficience ne devrait pas être traitée. Nous croyons
que les traitements proposés en réadaptation, comme les exercices d’étirement et les
orthèses de correction demeurent appropriés. Bien que leurs effets sur la raideur comme
telle ne soient pas concluants, ces interventions permettent néanmoins de maintenir des
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amplitudes articulaires d’extension à la hanche et de flexion plantaire à la cheville qui
rendent la performance d’activités locomotrices possible. Donc dans les premiers stades
de la maladie, le but visé pour le traitement des contractures à la cheville serait de
maintenir une amplitude articulaire de flexion dorsale permettant une marche fonctionnelle
et sécuritaire chez chez ces enfants. Aussi, le maintien d’une amplitude d’extension à la
hanche et au genou permettant à l’enfant de se positionner de manière à ce qu’il puisse
utiliser des moments interne de flexion lors de la marche doit être envisagé. En contre
parti, il serait inapproprié que l’objectif des traitements soit de rendre les fléchisseurs
plantaires ou les fléchisseurs de la hanche des enfants dystrophiques aussi souples que
ceux des enfants santé. En agissant ainsi, l’enfant dystrophique pourrait être privé d’une
raideur qui pourrait lui être bénéfique lors de la marche.
Quant aux traitements chirurgicaux, notre avis est que ces derniers ne devraient
pas être envisagés comme un moyen de prévention des contractures chez les jeunes
enfants. Le choix du type et du moment de l’intervention devrait être basé sur une analyse
détaillée de la biomécanique de la marche de ces enfants. Sans ces connaissances, une
chirurgie d’allongement du tendon du triceps sural pourrait faire en sorte que l’enfant ne
puisse plus utiliser la raideur passive de ce groupe de muscles lors de la marche. Une
telle intervention est irréversible et elle pourrait avoir des conséquences néfastes sur la
mobilité de l’enfant.
La méthodologie utilisée dans cette thèse peut être décontextualisée et être utilisée
pour évaluer d’autres clientèles, dans la performance d’autres tâches locomotrices. Il
devient important pour le clinicien de connaître l’apport relatif de la composante passive et
de la composante active du moment net lors d’activités fonctionnelles. Par exemple, si le
but d’un traitement est de diminuer l’intensité d’un moment net indésirable à une
articulation et que le traitement proposé cible la composante active de ce moment net
alors que c’est la composante passive qui est prédominante, ce traitement pourrait
s’avérer inefficace.
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5.5. Les limites de l’étude
La limite principale de notre étude est la grosseur de notre échantillon d’enfants
atteints de DMD. Aussi, comme le montre les courbes individuelles présenté en annexela
variabilité dans les profils cliniques des enfants. Il est important de mentionner que la DMD
est considérée comme une maladie rare et la liste de sujets pouvant potentiellement
participer à l’étude comptait moins de 30 sujets. La période de recrutement s’est
échelonnée sur presque de deux ans et les cliniciens impliqués dans ce processus ont fait
tout ce qui était possible pour maximiser le nombre de participants. Le fait que certains
enfants habitaient loin de la ville de Montréal a présenté un obstacle supplémentaire au
recrutement. De plus, ces enfants sont plus à risque de chuter et de se blesser
sérieusement. Ceci explique que 3 enfants qui devaient participer à l’étude n’ont pu se
présenter pour l’évaluation au laboratoire en raison d’une fracture à un membre inférieur.
Une autre limite à souligner est que nous avons choisi d’évaluer les moments passifs sur
le membre inférieur droit seulement. La durée totale de la manipulation expérimentale était
d’environ trois heures. Compte tenu de la complexité de l’étude, du niveau de coopération
de certains enfants et du temps requis pour la préparation des participants, il aurait été
impossible d’évaluer les deux côtés. Aussi, le fait de ne pas avoir traité les données du
tronc lors de l’analyse de marche a limité l’interprétation des données dans le plan frontal.
Enfin, compte tenu de l’absence de donnée sur la force musculaire, nous ne pouvons que
supposer la présence de faiblesse musculaire chez les enfants dystrophiques de cette
étude.
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5.6. Les avenues de recherche proposées en réadaptation
Les travaux expérimentaux réalisés dans cette thèse ouvrent la voie à des
recherches futures. Afin de faire avancer les connaissances sur la marche de ces enfants,
il serait intéressant d’étudier les mécanismes d’équilibre impliqués lors de cette activité.
Comme nous l’avons mentionné, l’évaluation expérimentale des moments passifs peut
s’avérer très complexe. Des méthodes d’évaluation plus simples devront être développées
afin rendre la mesure de la raideur associée aux contractures plus accessible aux
cliniciens. Sans de tels outils, les effets d’une intervention visant à réduite les contractures
ainsi que l’évolution naturelle de ces dernières ne peuvent être mesurés. Le modèle
théorique reliant les contractures à la marche laisse supposer que l’utilisation des forces
passives lors de la marche pourrait diminuer l’énergie dépensée lors d’une telle activité.
Une analyse énergétique intégrant des paramètres cardio-respiratoires permettrait de
vérifier cette hypothèse. Aussi, la contribution des moments passifs a été étudiée lors de
la phase d’allongement des muscles, li serait intéressant de quantifier le rôle de moments
passifs lors de la phase de raccourcissement. Il serait également intéressant d’étudier la
contribution des contractures chez d’autres populations, comme les personnes âgées ou
encore les blessés médullaires. Enfin, l’apport des moments passifs dans d’autres
d’activités fonctionnelles comme la montée et de la descente d’escalier ou les transferts
pourrait également être étudié.
Conclusion
L’objectif général de cette thèse était de quantifier les moments passifs de flexion à
la hanche et à la cheville et de déterminer leur contribution aux moments nets de flexion
lors de la marche des enfants atteints de DMD. L’hypothèse suivante a été soumise à
l’épreuve des faits t en raison de la présence de contractures en flexion à la hanche et à la
cheville, les moments passifs en flexion seront plus élevés chez les enfants atteints de
DMD que chez des enfants en santé; une contribution plus importante des moments
passifs aux moments nets de flexion lots de la marche est attendue à ces deux
articulations chez les enfants atteints de DMD.
La marche ainsi que les moments de force passive en flexion à la hanche et à la
cheville ont été évalués chez un groupe d’enfants dystrophiques et un groupe d’enfants en
santé à l’aide d’un système d’analyse de mouvement combiné à des plateformes de
forces. Nos travaux expérimentaux ont donné lieu à trois articles insérés dans le chapitre
des résultats de cette thèse. Le premier de ces articles a tout d’abord permis de comparer
la marche des enfants atteints de DMD à celle des enfants en santé en tenant compte de
la vitesse de marche. Les résultats de ces travaux montrent que les enfants dystrophiques
marchent d’une manière qui leur est propre, possiblement en raison de la faiblesse
musculaire provoquée par leur maladie. Comparativement aux enfants en santé, les
enfants atteints de DMD font des pas plus courts, ils ont moins d’amplitude en extension à
la hanche et ils présentent des moments nets d’extension à la hanche, au genou et à la
cheville moins élevés. L’analyse des centres de pression et des forces de réaction du sol
permet d’expliquer certaines différences, dont l’intensité des moments et l’inversion de
ceux-ci chez certains enfants. Ainsi, nous avons constaté qu’en général, les enfants
dystrophiques privilégient l’utilisation de moments fléchisseurs au cours de la phase
d’appui. C’est dans les travaux qui ont conduit aux deux autres articles, soit l’article 4 et
l’article 5, qu’a été estimée la contribution des moments de forces passives à ces
moments nets de flexion créés à la hanche et à la cheville lors de la marche. Les résultats
de ces deux études montrent que l’hypothèse générale de la thèse est en partie validée.
Contrairement à ce qui était attendu, les enfants dystrophiques évalués ne présentaient
pas de contractures à la hanche. Les résultats n’ont donc pas montré de différence entre
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les deux groupes d’enfants dans les moments passifs de flexion à cette articulation. À la
cheville, la présence de contractures en flexion plantaire chez les enfants atteints de DMD
est appuyée par un coefficient de rigidité qui est plus élevé chez ces enfants. Pour ce qui
est de la contribution des moments de forces passives, les résultats ont révélé que ces
derniers contribuaient de façon considérable aux moments nets de flexion à la hanche
chez les deux groupes d’enfants. Par contre, à la cheville, une contribution plus élevée
des moments passifs de flexion plantaire a été observée vers la fin de la phase d’appui
chez les enfants dystrophiques. Ces résultats supposent que, dans les premiers stades de
la maladie, les contractures ne nuisent pas à la marche des enfants atteints de DMD.
La présence de contractures est souvent rapportée chez des patients atteints de
diverses pathologies, mais leur contribution mécanique lors d’activités fonctionnelles est
peu documentée. Les travaux réalisés dans cette thèse montrent toute la complexité
entourant la mesure expérimentale de la raideur. C’est pourquoi nous croyons que cette
thèse permet l’avancement des connaissances méthodologiques relatives à la mesure des
moments passifs. Ces travaux pourraient ainsi servir à des études similaires pouvant être
menées auprès d’autres populations ou encore cibler d’autres activités fonctionnelles.
Nous sommes aussi d’avis que les résultats de nos travaux améliorent notre
compréhension de l’interaction qui existe entre la faiblesse et les contractures dans la
performance d’activités locomotrices. Enfin, nous espérons que cet ouvrage aidera Tes
cliniciens à prendre des décisions plus rationnelles quant aux traitements des
contractures.
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Annexe 2 : Certificat d’éthique
Annexe 3: Formulaïres de consentement
C
Formulaire de consentement pour participation à un projet de recherche n’impliquant ni prise
de médicaments ou autres substances ni analyses de laboratoire (Sujet atteint de dystrophie)
TITRE DU PROJET
Râle des contractures lors de la marche des enfants atteints de dystrophie musculaire de
Duchenne
Ce projet est subventionné dans le cadre d’un partenariat de recherche sur les maladies
neuro-musculaires impliquant les Instituts de Recherche en santé du Canada, la Société canadienne
de la SLA et l’Association Canadienne de la Dystrophie Musculaire.
RESPONSABLES
Denis Grave!, Ph.D., professeur titulaire, École de réadaptation, Université de Montréal.
Centre de recherche interdisciplinaire en réadaptation du Montréal métropolitain (site Institut de réadaptation de
Montréal)
Sylvie Nadeau, Ph.D., professeute agrégée, École de réadaptation, Université de Montréal.
Centre de recherche interdisciplinaire en réadaptation du Montréal métropolitain (site Institut de réadaptation de
Montréal)
Nathaly Gaudreault, M.Sc., étudiante au doctorat, École de réadaptation, Université de Montréal
Centre de recherche interdisciplinaire en réadaptation du Montréal métropolitain (site institut de réadaptation de
Montréal)
Sylvie Houde, MD., physiâtre, Hôpital Ste-Justine.
Denis Gagnon, Ph.D., professeur titulaire, Faculté d’éducation physique et sportive, Université de Sherbrooke
OBJECTIF DU PROJET
L’objectif visé par le présent projet est de déterminer la contribution respective de la faiblesse et des contractures
à la limitation de la marche des enfants atteints de dystrophie musculaire.
NATURE DE LA PARTICIPATION DE MON ENFANT
La participation de votre enfant à cette étude n’affectera pas son état de santé. Pour compléter l’étude, il faudra
prévoir une visites d’environ 3h00 au Laboratoire de pathokinésiologie de l’institut de réadaptation de Montréal. Dans un
premier temps, des mesures de la marche et des tests fonctionnels. Pour la marche, la position de repères placés sur
votre enfant sera mesurée par un système d’analyse de mouvement à infrarouge et la marche de votre enfant enregistrée
et analysée à l’aide d’un ordinateur. L’enregistrement de la marche de votre enfant sera également fait à l’aide d’une
caméra vidéo. En même temps, les forces produites sous ses pieds seront mesurées par des plate-formes de force. Pour
les tests fonctionnels, votre enfant aura à réaliser des épreuves telles le passage de la position assise à debout, la
montée des escaliers et autres. Ces tests permettront de situer le niveau fonctionnel de votre enfant. Ensuite, des
mesures de la force musculaire et de la souplesse des articulations seront effectuées. Elles seront évaluées grâce à un
dynamomètre qui permet de mesurer la force des muscles de la jambe. Dans l’évaluation de la souplesse, le
dynamomètre déplacera passivement les articulations dans les amplitudes permises. Comme il faut vérifier le
relâchement des muscles durant ces tests, l’activité électrique des muscles sera captée par des électrodes placées sur la
peau recouvrant les muscles.
Aucune de ces mesures n’implique de piqûres ou autres mesures invasives. La participation de votre enfant
étant volontaire, vous pourrez le retirer de l’étude en tout temps.
AVANTAGES PERSONNELS POUR MON ENFANT DÉCOULANT DE SA PARTICIPATION
Il n’y a pas de bénéfice spécifique découlant de Ta participation de votre enfant à celle recherche. Toutefois, une
meilleure connaissance du rôle de la faiblesse musculaire et des contractures pourra être obtenue par suite de cette
recherche.
INCONVÉNIENTS PERSONNELS POUVANT DÉCOULER DE LA PARTICIPATION DE MON ENFANT
Il est possible que l’ensemble du processus d’évaluation entraîne une plus grande fatigue sur une courte période
de temps. li est prévu que des repos appropriés seront prévus pour réduire la fatigue associée au protocole. Il est
entendu que la participation à ce projet ne fait courir, sur le plan médical, aucun risque que ce soit à mon enfant. Il est
également entendu que sa participation n’aura aucun effet sur tout traitement médical auquel il serait éventuellement
soumis.
On devra répondre, à ma satisfaction, à toute question que je poserai à propos du projet de recherche auquel
j’accepte que mon enfant participe.
INDEMNITÉ COMPENSATOIRE
L’équipe de recherche remettra aux parents des participants la somme de 30$/visite afin de pallier aux pertes et
aux contraintes subies fie. transport et repas).
ACCÈS AU DOSSIER DE MON ENFANT
Cette clause d’accessibilité au dossier médical n’est pas applicable pour l’évaluation des enfants normaux.
RETRAIT DE LA PARTICIPATION DE MON ENFANT
Il est entendu que la participation de mon enfant au projet de recherche décrit ci-dessus est tout à fait libre; il est
également entendu que je pourrai, à tout moment, mettre un terme à sa participation sans que cela n’affecte les services
de santé auxquels il a droit.
CONFIDENTIALITÉ
J’accepte que l’information recueillie puisse être utilisée pour fins de communication scientifique et
professionnelle, et d’enseignement. Il est entendu que l’anonymat sera respecté à l’égard de mon enfant. Si les bandes
vidéographiques devaient être utilisées à des fins de communication scientifique, une bande noire sera placée au niveau
des yeux de mon enfant afin de conserver l’anonymat.
Tous les renseignements et données obtenus sur votre enfant dans le cadre de ce projet de recherche seront
confidentiels, à moins d’une autorisation de votre part ou d’une exception de la loi. Pour ce faire, ces renseignements
seront codés. Les dossiers sous étude seront conservés à l’Institut de réadaptation de Montréal.
Cependant, aux fins de vérifier la saine gestion de la recherche, il est possible qu’un représentant du partenariat
de recherche sur les maladies neuro-musculaires et qu’un délégué du comité d’éthique de la recherche consultent les
données de recherche et le dossier médical de votre enfant.
Les documents seront détruits 5 années après la fin de l’étude.
RESPONSABILITÉ DES CHERCHEURS
En cas de réactions défavorables résultant des traitements et des procédures requises par cette recherche, votre
enfant recevra tous les soins que nécessite son état de santé et qui sont couverts par les régimes d’assurance
hospitalisation et d’assurance maladie. Par ailleurs, si les chercheurs découvrent des problèmes de santé suite à leurs
observations, ils vous en aviseront afin que vous preniez les mesures qui s’imposent.
En signant ce formulaire de consentement, vous ne renoncez à aucun de vos droits prévus par la loi ni à ceux de
votre enfant. De plus, vous ne libérez pas les investigateurs et le promoteur de leur responsabilité légale et
professionnelle advenant une situation qui causerait préjudice à votre enfant.
2
PERSONNES-RESSOURCES
Denis Gravel, Sylvie Nadeau et Nathaly Gaudreault peuvent être rejoints au Centre de recherche de l’Institut de
réadaptation de Montréal, 6300, ave. Darlington, Montréal (Québec), H3S 2J4. Tél. : (514) 340-2078. Fax : (514) 340-
21 54. La Dre. Sylvie Houde, physiâtre, peut-être rejointe à l’institut de réadaptation de Montréal au (514) 340-2084.
Si vous avez des questions sur vos droits et recours ou sur votre participation à ce projet de recherche, vous
pouvez communiquer avec Me Anik Nolet, coordonnatrice à l’éthique de la recherche des établissements du CRIR au
(514) 527-4527 poste 2643 ou par courriel à l’adresse suivante:
La conseillère à la clientèle à l’Hôpital Sainte-Justine peut-être rejoint au (514) 345-4749.
CONSENTEMENT ET ASSENTIMENT
On m’a expliqué la nature et le déroulement du projet de recherche. J’ai pris connaissance du
formulaire de consentement et on m’en a remis un exemplaire. J’ai eu l’occasion de poser des
questions auxquelles on a répondu. Après réflexion, j’accepte que mon enfant participe à ce projet de
recherche et soit enregistré sur bande vidéographique. J’autorise l’équipe de recherche à consulter le
dossier médical de mon enfant pour obtenir les informations pertinentes à ce projet.
Nom de l’enfant (Lettres moulées)
Assentiment de l’enfant (Signature) Date
(capable de comprendre la nature de ce projet)




Nom du parent (Lettres moulées)
Consentement du parent, tuteur (Signature) Date
FORMULE D’ENGAGEMENT DU CHERCHEUR OU DE LA PERSONNE QU’IL A DÉLÉGUÉE
Le projet de recherche a été décrit au participant et/ou à son parenUtuteur ainsi que les modalités de la
participation. Un membre de l’équipe de recherche (chercheur ou infirmière de recherche) a répondu à leurs questions et
leur a expliqué que la participation au projet de recherche est libre et volontaire. L’équipe de recherche s’engage à
respecter ce qui a été convenu dans le formulaire de consentement.
Signature du chercheur ou Date
du délégué qui a obtenu le consentement
Nom du chercheur ou ou du délégué et fonction (Lettres moulées) Date
(À ÊTRE COMPLÉTÉ EN TROIS EXEMPLAIRES)
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Formulaire de consentement pour participation à un projet de recherche n’impliquant ni prise
de médicaments ou autres substances ni analyses de laboratoire (Sujet normal)
TITRE DU PROJET
Rôle des contractures lors de la marche des enfants atteints de dystrophie musculaire de
Duchenne
Ce projet est subventionné dans le cadre d’un partenariat de recherche sur les maladies
neuro-musculaires impliquant les Instituts de Recherche en santé du Canada, la Société canadienne
de la SLA et l’Association Canadienne de la Dystrophie Musculaire.
RESPONSABLES
Denis Gravel, Ph.D., professeur titulaire,École de réadaptation, Université de Montréal.
Centre de recherche interdisciplinaire en réadaptation du Montréal métropolitain (site Institut de réadaptation de
Montréal)
Sylvie Nadeau, Ph.D., professeure agrégée, École de réadaptation, Université de Montréal.
Centre de recherche interdisciplinaire en réadaptation du Montréal métropolitain (site Institut de réadaptation de
Montréal)
Nathaly Gaudreault, M.Sc., étudiante au doctorat, École de réadaptation, Université de Montréal
Centre de recherche interdisciplinaire en réadaptation du Montréal métropolitain (site Institut de réadaptation de
Montréal)
Sylvie Houde, M.D., physiâtre, Hôpital Ste-Justine.
Denis Gagnon, Ph.D., professeur titulaire, Faculté d’éducation physique et sportive, Université de Sherbrooke
OBJECTIF DU PROJET
L’objectif visé par le présent projet est de déterminer la contribution respective de la faiblesse et des contractures
à la limitation de la marche des enfants atteints de dystrophie musculaire.
NATURE DE LA PARTICIPATION DE MON ENFANT
La participation de votre enfant à cette étude n’affectera pas son état de santé. Pour compléter l’étude, il faudra
prévoir deux visites d’environ 2h30, chacune au Laboratoire de pathokinésiologie de l’Institut de réadaptation de Montréal.
La première visite inclura des mesures de la marche et des tests fonctionnels. Pour la marche, la position de repères
placés sur votre enfant sera mesurée par un système d’analyse de mouvement à infrarouge et la marche de votre enfant
enregistrée et analysée à l’aide d’un ordinateur. L’enregistrement de la marche de votre enfant sera également fait à
l’aide d’une caméra vidéo. En même temps, les forces produites sous ses pieds seront mesurées par des plate-formes de
force. Pour les tests fonctionnels, votre enfant aura à réaliser des épreuves telles le passage de la position assise à
debout, la montée des escaliers et autres. Ces tests permettront de situer le niveau fonctionnel de votre enfant dans un
groupe de sujets normaux. Les mesures de la force musculaire et de la souplesse des articulations seront évaluées grâce
à un dynamomètre qui permet de mesurer la force des muscles de la jambe. Dans l’évaluation de la souplesse, le
dynamomètre déplacera passivement les articulations dans les amplitudes permises. Comme il faut vérifier le
relâchement des muscles durant ces tests, l’activité électrique des muscles sera captée par des électrodes placées sur la
peau recouvrant les muscles. Lors de la deuxième visite, seule l’évaluation de la souplesse sera effectuée pour vérifier la
reproductibilité des résultats de cette mesure entre les deux visites.
Aucune de ces mesures n’implique de piqûres ou autres mesures invasives. La participation de votre enfant
étant volontaire, vous pourrez le retirer de l’étude en tout temps.
C
AVANTAGES PERSONNELS POUR MON ENFANT DECOULANT DE SA PARTICIPATION
Il n’y a pas de bénéfice spécifique découlant de la participation de votre enfant à cette recherche. Toutefois, une
meilleure connaissance du rôle de la faiblesse musculaire et des contractures pourra être obtenue par suite de cette
recherche.
INCONVÉNIENTS PERSONNELS POUVANT DÉCOULER DE LA PARTICIPATION DE MON ENFANT
Il est possible que l’ensemble du processus d’évaluation entraîne une plus grande fatigue sur une courte période
de temps. Il est prévu que des repos appropriés seront prévus pour réduire la fatigue associée au protocole. Il est
entendu que la participation à ce projet ne fait courir, sur le plan médical, aucun risque que ce soit à mon enfant. li est
également entendu que sa participation n’aura aucun effet sur tout traitement médical auquel il serait éventuellement
soumis.
On devra répondre, à ma satisfaction, à toute question que je poserai à propos du projet de recherche auquel
j’accepte que mon enfant participe.
INDEMNITÉ COMPENSATOIRE
L’équipe de recherche remettra aux parents des participants la somme de 30$/visite afin de pallier aux pertes et
aux contraintes subies (ie. transport et repas).
ACCÈS AU DOSSIER DE MON ENFANT
Cette clause d’accessibilité au dossier médical n’est pas applicable pour l’évaluation des enfants normaux.
RETRAIT DE LA PARTICIPATION DE MON ENFANT
Il est entendu que la participation de mon enfant au projet de recherche décrit ci-dessus est tout à fait libre; il est
également entendu que je pourrai, à tout moment, mettre un terme à sa participation sans que cela n’affecte les services
de santé auxquels il a droit.
CONFIDENTIALITÉ
J’accepte que l’information recueillie puisse être utilisée pour fins de communication scientifique et
professionnelle, et d’enseignement. li est entendu que l’anonymat sera respecté à l’égard de mon enfant. Si les bandes
vidéographiques devaient être utilisées à des fins de communication scientifique, une bande noire sera placée au niveau
des yeux de mon enfant afin de conserver l’anonymat.
Tous les renseignements et données obtenus sur votre enfant dans le cadre de ce projet de recherche seront
confidentiels, à moins d’une autorisation de votre part ou d’une exception de la loi. Pour ce faire, ces renseignements
seront codés. Les dossiers sous étude seront conservés à l’institut de réadaptation de Montréal.
Cependant, aux fins de vérifier la saine gestion de la recherche, il est possible qu’un représentant du partenariat
de recherche sur les maladies neuro-musculaires et qu’un délégué du comité d’éthique de la recherche consultent les
données de recherche et le dossier médical de votre enfant.
Les documents seront détruits 5 années après la fin de l’étude.
RESPONSABILITÉ DES CHERCHEURS
En cas de réactions défavorables résultant des traitements et des procédures requises par cette recherche, votre
enfant recevra tous les soins que nécessite son état de santé et qui sont couverts par les régimes d’assurance
hospitalisation et d’assurance maladie. Par ailleurs, si les chercheurs découvrent des problèmes de santé suite à leurs
observations, ils vous en aviseront afin que vous preniez les mesures qui s’imposent.
En signant ce formulaire de consentement, vous ne renoncez à aucun de vos droits prévus par la loi ni à ceux de
votre enfant. De plus, vous ne libérez pas les investigateurs et le promoteur de leur responsabilité légale et
professionnelle advenant une situation qui causerait préjudice à votre enfant.
2
PERSONNES-RESSOURCES
Denis Gravel, Sylvie Nadeau et Nathaiy Gaudreault peuvent être rejoints au Centre de recherche de l’institut de
réadaptation de Montréal, 6300, ave. Dariington, Montréal (Québec), H3S 2J4. Tél. : (514) 340-2078. Fax (514) 340-
21 54. La Dre. Sylvie Houde, physiâtre, peut-être rejointe à l’institut de réadaptation de Montréal au (514) 340-2084.
Si vous avez des questions sur vos droits et recours ou sur votre participation à ce projet de recherche, vous
pouvez communiquer avec Me Anik Nolet, coordonnatrice à l’éthique de la recherche des établissements du CRIR au
(514) 527-4527 poste 2643 ou par courriel à l’adresse suivante
La conseillère à la clientèle à l’Hôpital Sainte-Justine peut-être rejoin e au (514) 345-4749.
CONSENTEMENT ET ASSENTIMENT
On m’a expliqué la nature et le déroulement du projet de recherche. J’ai pris connaissance du
formulaire de consentement et on m’en a remis un exemplaire. J’ai eu l’occasion de poser des
questions auxquelles on a répondu. Après réflexion, j’accepte que mon enfant participe à ce projet de
recherche et soit enregistré sur bande vidéographique. J’autorise l’équipe de recherche à consulter le
dossier médical de mon enfant pour obtenir les informations pertinentes à ce projet.
Nom de l’enfant (Lettres moulées)
Assentiment de l’enfant (Signature) Date
(capable de comprendre la nature de ce projet)




Nom du parent (Lettres moulées)
Consentement du parent, tuteur (Signature) Date
FORMULE D’ENGAGEMENT DU CHERCHEUR OU DE LA PERSONNE QU’IL A DÉLÉGUÉE
Le projet de recherche a été décrit au participant et/ou à son parenUtuteur ainsi que les modalités de la
participation. Un membre de l’équipe de recherche (chercheur ou infirmière de recherche) a répondu à leurs questions et
leur a expliqué que la participation au projet de recherche est libre et volontaire. L’équipe de recherche s’engage à
respecter ce qui a été convenu dans le formulaire de consentement.
Signature du chercheur ou Date
du délégué qui a obtenu le consentement
Nom du chercheur ou ou du délégué et fonction (Lettres moulées) Date
(À ÊTRE COMPLÉTÉ EN TROIS EXEMPLAIRES)
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Objet: Developmental Medicine & Child Neurology - Decision on Manuscript ID DMCN-OA-07-o5-0069
21—Sep—2007
Dear Dr Gaudreault:
Thank you very much for effering your paper Manuscript ID
DMCN-OA—07—05—0069 entitled “Gait parameter comparison of Duchenne muscular
dystrephy children te control subI ects walking at natural and slow velocities”
for possible publication in Developmental Medicine & Child Neurology.
We have now received our referees’ opinions, which are cepied at the
bottom ef this e—mail, and read and discussed your paper ourselves.
As you see our referees, like us, feel that tlie topic you address is
important and that yeur data is interesting, but they have also raised e
nuinber 0f major concerns which need te be answered befere we could
consider accepting the paper. Ainong others beth query the need for the
control group and ask about table 1. Frem my perspective there are more
figures and tables than we normally accept, which needs justifying, and
I also need to know what new infermatiuen this adds te what is already
known and what the clinical impliucations are. If you are willing to
address these issues in e revised version, I weuld be happy to look at
it again. This does net mean that I an prendsing acceptance and we would
probably need to re—referee any revision, which would also need a
statistical opinion before it could be accepted.
You will be unable te make your revisions on the originally submitted
version of the manuscript. Instead, please save your manuscript te your
computer and then revise it using a word precessing program te
highlight the changes within the document, by using the track changes mode in
MS Word or by using bold or colored text. Mao before sending in your
revision please would you mmd checking the Wiley—Blackwell Author
Services site: http://www.blackwellpublishing.com/author/ , in particular
the link that telle you how te eptimize your article for search engines:
“optimize your manuscript before submission”.
Once the revised manuscript is prepared, please uplead and subnit it
through yeur Auther Center. If there are any difficulties with this
please contact our office fer help en
When submitting yeur revised manuscript, please include your response
te the comments made by the reviewers in the space provided. Yeu can
use this space te document any changes you make te the original
manuscript. Please be as specific as possible in yeur response te the
reviewers.
IMPORTANT: Yeur original files are available te yeu when yeu upload
your revised manuscript. Please delete any redundant files before
completing the submission.
Please uplead your revised manuscript as seon as possible. If it is net
possible for you te submit yeur revisien within three menths, we may
have te censider your paper as a new submission, but if you need longer
please let us know and tell us why.
Once again, thank you fer effering your manuscript te Develepmental
Medicine & Child Neurelegy. I hepe this will help yeu te ravise and
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